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Sklerodermali Bir Olguda Spinal Anestezi Uygulamasi 


Spinal Anesthesia in a Patient with Scleroderma 


Kasektik Sklerodermalida Anestezi / Anesthesia in Cachectic Scleroderma 


Fatih Simsek', Umut Kara’, Siileyman Deniz? 
'Ardahan Asker Hastanesi, Anesteziyoloji ve Reanimasyon Servisi, Ardahan, 
2GATA Anesteziyoloji ve Reanimasyon A.D., Ankara, 


3GATA Haydarpasa Egitim Hastanesi, Anesteziyoloji ve Reanimasyon Servisi, istanbul, Tiirkiye 


Ozet 

Skleroderma, etyolojisi belli olmayan, patogenezinde immiinolojik mekanizmalarin 
aktivasyonu ile beraber artmis fibroblast proliferasyonu ve kollajenin cilt ve i¢ or- 
ganlarda asiri yapimi ve birikimi ile karakterize, multisistemik bir bag dokusu has- 
taligidir. Hastalarda sistemlerin tutulumu sonucu meydana gelen fonksiyonel bo- 
zukluklara bagli anestezi uygulamas:i ile ilgili birgok potansiyel sorunlar yasana- 
bilmektedir. Bu nedenle sistemik tutulumlarin en iyi sekilde ortaya konarak uygu- 
lanacak anestezi y6netimi ve ila¢ seciminin en uygun sekilde yapilmasi son dere- 
ce 6nemlidir. Anestezi y6netiminde dikkatli bir preoperatif degerlendirme sarttir. 
Bu yazida, tiretral polip eksizyonu yapilacak skleroderma tanisi olan kasektik 60 
yasindaki bayan hastadaki spinal anestezi uygulamamiz literatiir bilgileri esligin- 
de tartisilacaktir. 


Anahtar Kelimeler 


Skleroderma; Spinal; Anestezi 


Abstract 

Scleroderma, a multisystem connective tissue disease and etiology is still unclear. 
In the pathogenesis, it is charcterized by increased fibroblast proliferation with 
activation of immunological mechanisms and accumulation of collagen in the skin 
and internal organs. Patients might have anesthesia-related potential problems 
because many systems affected and have functional disorders due to accumula- 
tion of collagen. For this reason, anesthetic management is extremely important. 
A careful preoperative evaluation is essential. In this article, we will be discuss in 
the light of the literature a cachectic 60-year-old female patient who had urethral 


polyp excision with scleroderma applied spinal anesthesia. 


Keywords 


Scleroderma; Spinal; Anesthesia 


DOI: 10.4328/JCAM.2527 


Received: 30.04.2014 Accepted: 13.05.2014 Printed: 01.10.2013 


J Clin Anal Med 2013;4(suppl 5): 461-3 


Corresponding Author: Suleyman Deniz, Gulhane Military Medical Academy, Haydarpasa Training Hospital, Department of Anesthesiology, Istanbul, Turkey. 


GSM: +905366542540 F.:+90 3123045900 E-Mail: sdenizmd@gmail.com 


Journal of Clinical and Analytical Medicine | 461 


Kasektik Sklerodermalida Anestezi / Anesthesia in Cachectic Scleroderma 


Giris 

Skleroderma veya diger bir ifadeyle progresif sistemik sklerozis, 
etyolojisi belli olmayan, patogenezinde kollajenin cilt ve i¢ or- 
ganlarda asir! yapimi ve birikimi, immUtnolojik mekanizmalarin 
aktivasyonu ile beraber artmis fibroblast proliferasyonu ile kara- 
kterize, multisistemik bir bag dokusu hastaligidir. Kadinlarda 
erkeklere oranla 3 kat daha fazla gortilmekle birlikte insidansi 
1:1000000 olarak bildirilmis nadir bir hastaliktir [1]. 

Siklikla bu hastalikta cilt, akciger, kalp, gastrointes-tinal sistem 
ve bobrekler tutulmaktadir. Bu sistemlerin tutulmasina bagli 
meydana gelen ciltte kalinlasma, restriktif akcigZer hastaliklari, 
kutan6z kalsifikasyonlar, pulmoner hipertansiyona bagli konjes- 
tif kalp yetmezligi, ileti bozukluklari, miyokardit ve alt 6zofagus 
sfinkter dilatasyonu gibi sebepler mortaliteye neden olabilmek- 
tedir. Gastrointestinal sistem tutulumu beslenmeyi etkileyerek 
malnutrisyona ve kaseksiye, akciger tutulumu pulmoner hiper- 
tansiyona ve sag kalp yetmezligine neden olabilmektedir [1]. 
Hastalarda sistemlerin tutulumu sonucu meydana gelen fonksi- 
yonel bozukluklara bagli anestezi uygulamasi ile ilgili birg¢ok 
potansiyel sorunlar yasanabilmektedir [2]. Bu nedenle sistemik 
tutulumlarin en iyi sekilde ortaya konarak uygulanacak anes- 
tezi yonetimi ve ilag seciminin en uygun sekilde yapilmasi son 
derece 6nemlidir. Anestezi yonetiminde dikkatli bir preoperatif 
degerlendirme sarttir ve 6zellikle agiz agikligi, laringoskopi ve 
entiibasyon giicligi, kardiyopulmoner degisiklikler, 6zofagus, 
bagirsaklar, bobrek, eklem ve cilt dejenerasyonlarinin eslik edip 
etmedigi degerlendirilmelidir [3]. 

Burada sistemik skleroz tanisi ile takip edilen bir olgu anlatilarak 
anestezi uygulamasinda dikkat edilecek noktalari hatirlatmay! 
amacladik. 


Olgu Sunumu 

Kendisine ait verileri bu yazida paylasacagimizin onamini 
aldigimiz 60 yasindaki bayan hastaya Uretral polip nedeniyle 
urolojiklinigi tarafindan eksizyon operasyonu planlandi. Hastanin 
preoperatif degerlendirmesinde 22 yildir skleroderma hastas! 
oldugu ve ek hastalik olarak hipertansiyonunun bulundugu tespit 
edildi. Sklerodermanin sistemik tutulumu ac¢isindan sistemlerin 
degerlendirilmesinde cilt balmumu kivaminda, cilt ve cilt alti 
doku incelmis olarak gézlendi. Kardiyovaskiller sistem muayen- 
esinde EKG’de herhangi bir patoloji saptanmazken ekokardiyo- 
grafik degerlendirmede, ejeksiyon fraksiyonu % 68, pulmoner 
arter basinci normal, 1. derece aort ve mitral yetmezlik tespit 
edildi. Bilateral akciZer solunum sesleri azalmis olan hastanin 
cekilen akciger grafisinde bilateral akciger bazallerinde fibrotik 
degisiklikler tespit edildi ve hastanin minimal diizeyde solunum 
sikintis! mevcuttu. Renal tutulum agisindan incelenen hastada 
minimal diizeyde Ure ve irik asit yksekligi mevcuttu. Ayrica 45 
kg olan hastanin kaseksisi ve eklem tutulumlarina bagli hareket 
kisithiligi mevcuttu. Havayolu yonetimi agisindan degerlendirilen 
hastada agiz agikligi: 3 cm altinda, tiromental ve sternomen- 
tal mesafeler normal sinirlarda, boyun hareketleri normal 
ve mallampati skorlamas! = 2 olarak degerlendirildi. Hemo- 
gram ve biyokimyasal degerleri normal sinirlarda idi. Hastanin 
kasektik yapisi, kardiyak ve pulmoner tutulumu ve havayolu kon- 
troliiniin zorlugu genel anestezi isleminin yiiksek riskli olacagini 
dustindiirdii. Bu sebeplerle hastaya spinal anestezi uygulanmasi 
planlandi. 


Operasyondan 30 dakika Once prehidrasyon igin 10 ml kg-1 
% 0,9’lik NaCl intraven6oz yoldan verildi. Takiben salona alinan 
hastada periferik oksijen satiirasyonu, noninvaziv arter basinci 
ve 3 derivasyonlu EKG monit6érizasyonu uygulandi. Oturur pozi- 
syonda L4-5 seviyesinden 25 numara spinal igne kullanilarak 
intratekal araliga ikinci denemede girilerek serbest BOS akisi 
goézlendi. Daha sonra % 0,5'lik hiperbarik bupivakain 2 ml (10 
mg) subaraknoid araliga verildi. Duyusal blok seviyesi pinprick 
testi ile kontrol edildi. Enjeksiyondan 5 dk sonra T10 seviyesinde 
duyusal blok elde edildi. Muteakiben baslayan ve yaklasik 40 dk 
suren ameliyatta herhangi bir komplikasyonla karsilasilmadi. 
Operasyon sonras! ameliyat sonras! bakim initesine alinan has- 
tada blok stiresinde uzama ile karsilasilmamis ve 3 saat sonra 
sorunsuz bir sekilde klinigine gonderilmisti. Hasta postoperatif 
2. giin taburcu edildi. 


Tartisma 

Sklerodermali hastalarin yaklasik % 67’sinde brons epitelinde 
proliferasyon, interstisyel ve peribronsiyal fibrozis ve pulmoner 
diz kaslarindaki hipert-rofiye bagli pulmoner hipertansiyon 
akcigerlerde gortilen baslica degisikliklerdir [4,5]. Alt 6zofageal 
sfinkter gevsemesi sonucu aspirasyon pnémonisi de siklikla 
gelisebilen 6nemli bir sorundur. Bu durumlar 6zellikle genel 
anesteziyi mortalite ve morbidi-te agisindan riskli kilmaktadir 
[4,5]. 

Sklerodermada % 65 oraninda gdézlenebilen kardiyovaskiler 
tutulum ventrikiiler disfonksiyon ve aritmilere sebep olan mi- 
yokard iskemisi, fibrozis ve basing artisi gibi bulgularla kendini 
gosterir [6]. 

Sklerodermal! hastalarda en 6nemli hedef organlardan biri de 
bébreklerdir. Tutuluma bagl olarak zamanla renal fonksiyon- 
larda azalma, proteintri, kreatinin degerinde yiikselme, idrar 
cikisinda azalma ve hipertansiyon olusur [7]. 

Sklerodermada tutulan bir diger sistem de gastrointestinal 
sistemdir ve motilite, sindirim, emilim ve bosaltim yetmez- 
liklerini igeren birgok problemle karsilasilabilmektedir. Tutulu- 
mun siddetine bagli olarak disfaji, kusma, ishal ve konstipasyon 
gibi sebeplerle ciddi kilo kayiplar! meydana gelebilmektedir. Bu- 
nun yaninda gastrointestinal sistem tutulumu olan hastalarda 
olusabilecek malabsorbsiyon sendromlari K vitamini emilimini 
bozarak pihtilasma anormalliklerine yol agabilir [8]. Olgumuzda 
beslenme problemlerine bagli olusan kaseksi gastrointestinal 
sistem tutulumunun en tipik bulgusuydu. Koagiilasyon parame- 
treleri normal sinirlarda olan hasta da rejyonal anestezi 
ac¢isindan koagilopatiye bagli kontrendike bir durum yoktu. 
Sklerodermal hastalarda cilt ve eklemlerde meydana gelen 
degisikliklere bagli olarak entiibasyon, periferik/santral damar 
yolu agilmasi ve uygun cerrahi pozisyon verilmesi esnasinda 
problemler ile karsilasilabilmektedir [3]. Sklerodermali hasta- 
larda cilt tutulumuna bagli agiz agikliginda sikintilar meydana 
gelebilmekte ve buna bagl! olarak entiibasyonla ilgili problem- 
lerle karsilasilabilmektedir [9]. Ayrica laringoskopi ve endo- 
trakeal tibiin yerlestirilmesi sirasinda agiz i¢i mukozasi kolayca 
travmatize olarak kanamalar olusabilir [3,9]. 

Sklerodermal! hastalarda uygulanan rejyonal anestezi ve sinir 
bloklarinda periferik damarlar tizerine olan etkiye bagli olarak 
uzamis duyusal ve motor blok goriilebilmektedir. Dolayisiyla bu 
hastalarda lokal anestezik ilaglarin kigik dozlarda tercih edilm- 
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esi gerektigi bildirilmistir [10]. 

Uygun vakalarda rejyonal anestezinin sklerodermal! hastalarda 
genel anestezi ve entiibasyonla ilgili problemlere karsi etkin bir 
yaklasim oldugu, hastalarin uyanik kalmalarinin avantaj olarak 
degerlendirildigi ve ameliyat sonras! agri kontrolii saglamasi icin 
giivenle uygulanabilecegi savunulmaktadir [11]. Ancak giivenli 
bir yaklasim olmadigini savunan calismalar da bulunmaktadir 
[12]. 

Olgumuzda agiz acikliginin kisitli olmasi, pulmoner tutulumun 
bulunmasi ve cerrahi bolgenin uygun olmasi nedeniyle ameli- 
yat icgin spinal anestezi yontemini tercih ettik. Spinal anestezik 
ilag olarak hiperbarik bupivakain kullanilmasi ile analjezinin T8 
seviyesinin Uzerine cikma riskini azaltarak kardiyak ve solunum 
fonksiyonlarinin korundugunu distinmekteyiz [13]. Bununla 
birlikte olgumuzda lokal anestezik etki siiresinde herhangi bir 
uzama goriilmemistir. 


Sonu¢ 

Sklerodermali hastalarda anestezi teknigi secimi ile ilgili kesin 
bir gortis birligi olmamasina ragmen hastanin klinik durumu, 
sistem tutulumlarinin belirlenmesi, cerrahinin tipi ve suresi ile 
klinik tecriibe géz Oniine alinarak karar verilmelidir. Dikkatli bir 
preoperatif degerlendirme yapilmasini miiteakip mortalite ve 
morbiditeyi en aza indirmek i¢in rejyonal anestezinin bu hasta 
grubunda iyi bir tercih olabilecegi diisincesindeyiz. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada ¢ikar gakismasi ve finansman destek alindigi bey- 
an edilmemistir. 
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Gzet 

Takayasu arteriti aort ve ana dallarini etkileyen kronik sistemik bir vaskilit olup 
hastalarin akut inme ile prezente olmasi ¢ok nadirdir. Biz bu yazida gen¢ bir kadin- 
da akut inme ile prezente olan Takayasu arteriti olgusunu, anjiyografi bulgulari ve 


endovaskiiler tedavisi ile birlikte sunmayi amacladik. 
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Abstract 

Takayasu's arteritis is a chronic systemic vasculitis that affects the aorta and its 
main branches. The first presentation of this disease with acute stroke is a very 
rare condition. We report a case of Takayasu’s arteritis presenting with acute 
stroke in a young woman with its angiography findings and endovascular treat- 


ment. 
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Giris 

Takayasu arteriti aort ve ana dallarini etkileyen, arteriyel duvar- 
da kalinlasma, fibrozis, stenoz, okliizyon ve anevrizmalara neden 
olabilen sistemik tutulumlu kronik inflamatuar bir vaskilittir [1]. 
Basagrisi ve vertigo en sik gériilen nérolojik semptomlar olup 
hastalarin akut inme ile prezente olmasi ¢ok nadirdir. 


Olgu Sunumu 

Bulanti, kusma ve biling bulanikligi nedeniyle yakinlari tarafin- 
dan acil servise getirilen, gelisinde global afazik ve sag hemip- 
lejik olan 23 yasindaki kadin hastaya diftizyon MRG (Resim 1) 
sonras! sol orta serebral arter enfarkti 6n tanisi ile serebral an- 
jiyografi yapildi. Sol ana karotid arterin selektif kateterize edi- 
lememesi izerine alinan arkus aortografide brakiyosefalik arter 
ile ortak kokten cikan sol ana karotid arterin proksimalde ince- 
lerek tam okliizyon gosterdigi izlendi. Ayrica sol subklaviyan ar- 
terin de sol vertebral arter ¢ikisi sonrasi benzer sekilde incele- 
rek tam okliizyon goésterdigi gériildii (Resim 2). Anjiyografi bul- 
gulari ile hastada Takayasu arteriti diistinildi. 

Bunun uzerine sag internal karotid arter kateterize edildi ve ali- 
nan anjiyogramda sol 6n ve orta serebral arterlerin patent an- 
terior kominikan arter araciligi ile sag taraftan dolus gésterdigi 
goriildii. Sol orta serebral arterde orijinden 7 mm distalde total 
okliizyon izlendi (Resim 3). 


Resim 1. Diftizyon MRG’ de diftizyon agirlikli goriintiilerde (b= 1000 sn/mm2) hiper- 
intens (a), ADC harita goriintiilerde hipointens (b) olarak goriilen, sol orta serebral 
arter sulama alanina uyan akut enfarkt alani izleniyor. 


Resim 2. Arkus aortografide brakiyosefalik arter ile ortak kokten cikan sol ana 
karotid arterin proksimal segmentte incelerek tam okliizyon gésterdigi izleniyor 
(ince ok). Ayrica sol subklaviyan arterin de sol vertebral arter cikisi sonras! benzer 
sekilde incelerek tam okliizyon gésterdigi gortiliiyor (kalin ok). 


Resim 3. Sag internal karotid arter enjeksiyonunda sol 6n ve orta serebral arterl- 
erin patent anterior kominikan arter araciligi ile sag taraftan dolus gosterdigi 
izleniyor ve sol orta serebral arterde orijinden 7 mm distaldeki total okliizyon 
goriltiyor (ok). Bilateral posterior kominikan arterlerin de patent oldugu izleniyor. 


Sag internal karotid artere kilavuz kateter yerlestirilmesini taki- 
ben mikrokateter ve mikrotel yardimi ile anterior kominikan ar- 
ter araciligi ile sag taraftan sol tarafa gecildi ve sol orta sereb- 
ral artere okliizyon proksimaline yerlestirilen mikrokateterden 
5’er miligram dozunda 3 defa olmak tzere toplam 15 mg doku 
plazminojen aktivatorti (tPA) verildi. 

Alinan kontrol anjiyogramda oklizyonda belirgin degisiklik g6- 
rulmedi ve islem sonlandirildi. Hastanin takibinde nérolojik mu- 
ayenesinde parsiyel iyilesme oldugu goériildii. Hasta islemden 10 
giin sonra noroloji servisinden fizik tedavi ve rehabilitasyon b6- 
lumiine nakledildi ve buradan taburcu edildi. iki ay sonra Ta- 
kayasu arteriti tanisiyla immiinoloji poliklinigine kontrole ge- 
len hastanin nérolojik muayenesinde tama yakin duizelme oldu- 
su gorildi. 


Tartisma ve Sonuc¢ 

Takayasu arteriti aort ve ana dallarini etkileyen, arteriyel duvar- 
da kalinlasma, fibrozis, stenoz, oklizyon ve anevrizmalara ne- 
den olabilen nadir gériilen sistemik tutulumlu kronik inflamatu- 
ar bir vaskiilittir [1]. Hastalik ilk tanimlandigi yillarda en yiiksek 
insidans Gineydogu Asya ilkelerinde ve geng kadin hastalarda 
bildirilmis olsa da giinimuzde tim dinyada gorilen ve her iki 
cinsiyeti de etkileyebilen bir hastalik oldugu bilinmektedir. Et- 
yolojide hiicre aracili otoimmiin bir reaksiyonun olabilecegi du- 
sunilmekle birlikte kanitlanmis bir etyolojik faktor hentiz bulu- 
namamistir [2]. 

Takayasu arteritinin en yaygin ortaya ¢ikis bulgulari ates, art- 
ralji ve kilo kayb gibi non-spesifik bulgulardir. Hastaligin sonra- 
ki asamalarinda aorta ve dallarinda obliterasyon ve inflamasyon 
ile karakterize kronik faza gecis olmaktadir. En sik goriilen no- 
rolojik semptom basa@risidir. iskemik norolojik bulgular hastali- 
gin gec evrelerine kadar ortaya cikmayabilir. Literaturde sereb- 
ral kan akimini saglayan dért ana vaskiler yapidan Ugintin ok- 
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lide olmasina ragmen sadece vertigo sikayeti olan bir Takayasu 
arteriti olgusu bildirlmektedir [3]. Akut inme ise mortaliteye ne- 
den olmasi bakimindan en 6nemli norolojik bulgusu olup hasta- 
ligin seyri boyunca sikligi %8-35 olarak bildirilmistir [4]. Ancak 
hastaligin ilk olarak akut inme ile ortaya cikmasi ¢ok nadirdir. 
Tanida erken dénemde BT anjiyografi ve MR anjiyografi vaskii- 
ler tutulumu gésterebilmesi ve hastaya erken tani ve tedavi san- 
si verebilmesi agisindan 6nemlidir. Anjiyografik inceleme ise ta- 
nida altin standarttir ve islem sirasinda tedavi edici olanaklar da 
sunmasi agisindan cok 6nemli bir role sahiptir. Literattirde int- 
raarteriyel tPA kullanim1 ile ilgili pozitif sonuglar bildirilmistir [5]. 
Semptomlarin baslangicindan itibaren ilk 6 saat icerisinde uy- 
gulanan intraarteriyel trombolitik enjeksiyonu mortalite oranla- 
rt cok yuiksek olan bu hastalar igin Gnemli bir tedavi secenegidir. 
Bizim olgumuzda oldugu gibi Takayasu arteritinin ilk olarak akut 
inme ile prezente olmasi nadir bir durum oldugu gibi, ayni za- 
manda intraarteriyel trombolitik tedavi icin sol taraftan dista- 
le ulasim olmadigi icin sol orta serebral artere sag taraftan ula- 
silmasi olgumuzu daha da ilging hale getirmektedir. intraarteri- 
yel trombolitik tedavi bizim olgumuzda akut dénemde etkili ol- 
mamakla birlikte hastaya uzun dénemde fayda saglamis goriin- 
mektedir. 

Sonug olarak akut inme ile prezente olan geng hastalarda Taka- 
yasu arteriti tanis! da akilda tutulmalidir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Fleks6r pollisis longus (FPL) tendonunun ileri derecede hipoplazisi literatiirde nadir 
karsilasilan bir anomalidir. Bu galismada, 2.5 yasinda ikiz kardesler sunuldu. ilging 
olarak, her iki kardeste FPL tendonunun belirgin hipoplazisi saptandi ve eslik eden 
baska bir anomali yoktu. Fizik muayene ve manyetik rezonans goriintiileme ile bir- 


likte olgular incelendiginde FPL tendonunda hipoplazi saptandi. 
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Abstract 

Advanced hypoplasia of the flexor pollicis longus (FPL) tendon is a rarely encoun- 
tered anomaly in the literature. 2.5-year-old twins were reported in this study. 
Interestingly, marked hypoplasia of the FPL tendon was detected in both twins, 
and no other accompanying anomaly was present. Hypoplasia of the FPL tendon 
was detected when the cases were subjected to physical examination and mag- 


netic resonance imaging. 
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Introduction 

Congenital anomalies of the thumb create more serious func- 
tional problems than the anomalies of the other digits. The 
congenital absence of the flexor pollicislongus (FPL) tendon is 
rarely reported in the literature [1,2]. The absence of dorsal in- 
terphalangeal crease can be used as a diagnostic tool for some 
cases. Only nine cases of tendon absence have been reported in 
the literature (Table). 


Table: A list of the cases with congenital absence and hypoplasia of the FPL ten- 
don in the literature 


Case No Sex Age Diagnosis Reference 
1 Female 1 PE Miura 1977 
2 Female 6 PE Arminio 1979 
3 Female 13 PE, EMG Koster 1984 
4 Female 7 PE, EMG Uchida et al. 1985 
5 Male 5 PE DeHaan et al. 1987 
6 Female 11 PE Thomas and Mathivanan 1999 
7 (hypoplasia) Male 10 MR Alicioglu 2007 
8 Female 14 X ray, MR Demirseren et al. 2007 
9 Male 43 Lutes and Tamurian 2007 
10 Male 28 X ray, CT Sures 2009 
11 (hypoplasia) Male 2.5 PE, X ray, MR Present case 
12 (hypoplasia) Male 2.5 PE, Xray, MR Present case 


Advanced hypoplasia of the FPL tendon is rarely reported in 
the literature. We report 2.5-year-old twin cases in this study. 
Interestingly, these cases are twins with marked hypoplasia of 
the FPL tendon but no other accompanying anomaly. 


Case Report 

Two-and-a-half-year-old right-handed male twins were pre- 
sented with the inability to flex their right and left thumbs at 
the interphalangeal joint. The patients were subjected to a 
thorough physical examination, X-rays, and the magnetic reso- 
nance imaging (MRI) of the hands, and hypoplasia of theFPL 
tendons was detected. 

There was neither family history of congenital anomaly nor any 
trauma. They had no additional abnormality in the physical ex- 
amination. Upon the physical examination, both thumbs were 
observed to be hypoplastic. However, no thenar atrophy existed. 
The dorsal wrinkles were less evident at the interphalangeal 
joint of the thumb of both hands (Figures 1, 2, and 3). There 
was no active flexion at the interphalangeal joints. The pas- 
sive range for the motion of the thumbs was restricted on both 


Figure 1. Absence of dorsal wrinkles on the thumb was detected 
Figure 2. The findings are followed in both hands of the twins 


Figure 3. There was no dorsal wrinkle on the thumb 


Figure 4. Hypoplasia of the FPL tendon was shown at the transverse T1W section 
(**) Normal tendon (*) 


hands.Thenar eminences were similar in size. The movements 
of the metacarpophalangeal and carpometacarpal joints were 
normal in the physical examination. The X-rays of the hands did 
not show any hypoplasia of the first phalanges. We did not per- 
form any ultrasonographic examination, for the patients were 
very young. The MR images of both hands showed that the FPL 
tendon was in its normal location and extremely thin (Figure 
4). This finding and the physical examination finding led to the 
diagnosis of the hypoplastic tendon. 


Discussion 

To date, there have been no reported cases of twins with the 
hypoplasia of FPL tendon in the literature. The diagnosis should 
be kept in mind for any patient with a hypoplastic thumb who is 
unable to flex the interphalangeal joint. The congenital inability 
to flex the interphalangeal joint of the thumb may be due to one 
of the several causes, including congenital tenovaginitis of the 
flexor tendon sheath, and partial anterior interosseous nerve 
paralysis [2-5]. 

Congenital anomalies of the FPL show various anatomical fea- 
tures. They are classified according to whether there are other 
associated anomalies, the severity of anomalies, and the af- 
fected site of the tendon [3-5]. It can be further divided into 
four groups as absence, abnormal insertion, abnormal course, 
and connection. 

FPL absence is frequently associated with thenar muscle hypo- 
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plasia. Thenar muscle hypoplasia is understandable; however,the 
cause of absence of thenar atrophy is mysterious [2-5]. Aplasia 
or hypoplasia of the FPL tendon is generally isolated; neverthe- 
less, Some cases are accompanied by other congenital anoma- 
lies. 

Usami reported bilateral FPL tendon absence with craniofa- 
cial anomalies [6]. Skeletal hypoplasia of the thumb has been 
reported in a case report [1,3,4,7]. However, our cases had no 
skeletal hypoplasia. 

Alicioglu [3] reported a 10-year-old boy with the inability to flex 
the right thumb. In the report concerned, the patient stated that 
the problem had been present for two months. There was no 
history of injury or other congenital anomaly. Besides, regarding 
that case, it was stated that no thenar atrophy existed, and both 
hands were observed to be symmetrical in the physical exami- 
nation. Our cases were very young in comparison with that case; 
both thumbs were observed to be hypoplastic in the physical 
examination; and there was no thenar atrophy. 

FPL tendon abnormalities are commonly isolated; however, 
some cases are related to congenital anomalies. In 1988, Hagan 
and Idler demonstrated that a patient with abnormal insertion 
of the FPL tendon had surgical correction of a congenital ure- 
teric anomaly [8] . Nevertheless, no evidence of the genetic 
background of this condition was available. 

The current report presents a unique finding about the hypopla- 
sia of FPL since it has never been encountered in twins with the 
involvement of both hands. 

Ultrasonography (US) is a considerably cheap and easy tech- 
nique for diagnosis. However, it is difficult to obtain a good re- 
sult in very young children by means ofthe US due to the lack 
of cooperation. There was a ten-year-old patient who was di- 
agnosed by means of US in the literature [3]. Our cases were 
2.5 years of age, and no appropriate US probe was available 
for US examination. In addition, the disadvantages of US imag- 
ing include operator dependence, the difficulty in providing the 
detailed knowledge of anatomy, and understanding of the po- 
tential pitfalls. Therefore, MRI can also be highly accurate and 
should be considered a diagnostic technique for those patients 
in the case of whom US cannot be used. 

As the surgical treatment depends on important anatomical 
landmarks, the authors elucidated the feasibility of MRI in the 
evaluation of flexor tendon morphology of the hand. MRI is not 
only anaccurate diagnostic technique but also beneficial to the 
treatment procedure. Furthermore, MRI is a highly sensitive 
technique to demonstrate tendon pathologies. 

In conclusion, genetic transfer seems to be a major cause of the 
hypoplasia of the FPL tendon. Thus, the role of inheritance dur- 
ing the development of advanced hypoplasia of the FPL tendon 
is yet to be defined. Early diagnosis and supportive treatment 
will enable to easily overcome all problems that may be caused 
by the anomaly. 
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Ozet 

Ust iiriner sistem degisici hiicreli kanserleri nadir gériilen ancak tiim deisici htic- 
reli kanserler gibi ekilim potansiyeli yuksek tiimorlerdir. Perkutan nefrolitotirip- 
si (PNL) ise son yillarda bébrek tas! cerrahisinde ilk sirada kendine yer bulmus ve 
Uroloji uzmanlarinca rutin uygulamaya girmistir. Nadir de olsa PNL sirasinda bob- 
rek toplayici sistem tiimorleri ile karsilasilmasi olasidir. Biz makalemizde bobrek 
toplayici sisteminde degisici hiicreli kanser olan, ancak mevcut bébrek tas! nede- 
ni ile operasyon Oncesi tiimorii saptanamamis 48 yasindaki erkek hastamizin PNL 
sonrasi klinik seyrini tartismay! amagcladik. Tas cerrahisinden tig ay sonra cilt al- 
tinda kitle ile basvuran hastada, yapilan eksizyonel biyopsi patoloji sonucunun kar- 
sinom gelmesi sonrasinda uygulanan cerrahi ve kemoradyoterapiye ragmen has- 
tamiz ilk miidaheleden 21 ay sonra yasamin1 yitirdi. Bizim vakamizda oldugu gibi, 
PNL 6ncesinde bébrek toplayici sistem tiimorii fark edilmeyen hastalar kisa siire- 
de tiimor lokal yayilim gostererek ileri evrede tekrar karsimiza gelebilir. Bundan 
dolay! herhangi bir perkutan girisim esnasinda olasi tiimér varligi konusunda dik- 
katli olunmalidir. 


Anahtar Kelimeler 
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Abstract 

Transitional cell carcinomas of the upper urinary tract are rare but, highly predis- 
posing to tumoral seeding. Percutaneous lithotripsy (PNL) recently has expanded 
the therapeutic choices for patients with kidney stones and gained popularity by 
urologic surgeons. Although unusual, renal collecting system tumours may be en- 
countered during PNL. We present and discuss the clinical course of a 48 years old 
male patient who underwent PNL surgery for kidney stone in whom transitional 
cell carcinoma in the renal collecting system obscured by stone left undiagnosed. 
Three months later following PNL he admitted with a bulge on lumbar region. 
Excisional biopsy revealed carcinoma and therefore, he was directed to chemora- 
diotherapy and died 21 months later. Renal collecting system tumors undiagnosed 
during surgery may progress and demonstrate local invasion in a short period of 
time. Therefore, we recommend to take more caution during any percutaneous 


access and to exclude the possible existence of tumor. 
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Giris 

Ust tiriner sistem degisici hiicreli kanserleri (DHK), mesane de- 
gisici hlcreli kanserlerinden farkli olarak nadir gorulen kanser- 
lerdir. Renal pelvis timorleri tim DHK lerin yaklasik olarak %5 
ini olusturmaktadir. Daha 6nemlisi ise bu kanserlerin tanisini 
koyma giicligiidiir. Hastalar genelde yan agrisi, hematiri, dri- 
ner enfeksiyon ve ileri evrede ele gelen kitle ile basvurmaktadir- 
lar. Ancak 6nemli bir hasta gurubunda tiim6r insidental olarak 
saptanabilmektedir. Bu hasta gurubunda tanisi belkide en zor 
olan beraberinde tas olan béobrek toplayici sistem tumorleridir. 
Biz yazimizda, bobrek tasi tanisi almis olarak basvuran hasta- 
mizda Perkutan Nefrolitotomi (PNL) sonrasinda PNL giris trak- 
tinda cilt altinda ele gelen kitle ile tekrar basvuran hastamizi 
guncel literatiir esliZinde tartistik. 


Olgu Sunumu 

Kirksekiz yasinda erkek hasta, klinigimize sag yan agrisi ve sag 
bdbrek tasi tanisi almis olarak basvurdu. Mevcut olan tasa y6- 
nelik Bilgisayarl! Tomografide (BT) bébrek toplayici sistemi- 
ni dolduran tas izlendi. Hastanin 6zgecmisinde, diabetes mel- 
litus ve sigara dykiisU mevcuttu. Sag bobrek staghorn tasina 
alt kaliksten giris yapilarak PNL uygulandi. Alt ve orta kaliks- 
ten pelvise uzanan tas ekstrakte edildi. Hastanin Ust kaliksteki 
tasi gortildii ancak miidahele edilemedi. ikinci seans icin planla- 
ma yapilmasina karar verilerek islem sonlandirildi. Postoperatif 
3. ayda hasta PNL giris trakti bolgesinde cilt altinda ele gelen 
agrili sert kitle ile basvurdu. Kitleye y6nelik yapilan gériintileme 
yontemlerinin lezyonun boyutu ve lokalizasyonu disinda ek bilgi 
vermemesi tizerine kitle eksize edildi (Resim 1). Patoloji sonucu, 


.. > 

a 

Resim 1. Cilt altindaki kitleye yonelik yapilan manyetik rezonans g6riintiilemede 
cilt altinda diizensiz sinirli solid kitle izlendi. 


karsinom infiltrasyonu olarak bildirildi. Takiben bobrek toplayi- 
ci sistemine yénelik yapilan gériintileme yontemlerinden higbi- 
ri toplayici sistemde tim6r varligina yonelik bulgu vermezken, 
sadece PET CT de kitlenin eksize edildigi bolgede ve bébrekte 
akumilasyon oldugu belirtildi. Goriinttleme yoéntemleriyle bas- 
ka uzak metastaz odag! saptanmadi. Tanisal amacli yapilan ure- 
terorenoskopide Ust kaliksteki rezidii tasin posteromedialinde 
1x1 cm boyutunda papiller timdér goriintiisi saptandi. Ayni se- 
ansta hastaya nefrotireterektomi, stirrenalektomi ve giris trakti 
eksizyonu uygulandi. Patoloji sonucunda, kalikste lokalize diisik 
dereceli papiller Uretelyal karsinom ve PNL traktinda timor in- 


filtrasyonu saptandi. Subepitelyal doku invazyonu dahi olmayan 
pla evredeki primer tiimG6re karsin, PNL traktinda timor sap- 
tanmasi hastay! pT4 evresine yikseltti (Resim 2). Postoperatif 


Resim 2. Radikal nefrotireterektomi, siirrenalektomi ve giris trakti eksizyonu 
sonras! patolojik incelemede tst kaliksteki papiller yapidaki transizyonel hiicreli 
kanser goriintiisu, H&E X40. 


donemde hastaya 6nce 25 seans 50 Gy radyoterapi (RT) uygu- 
landi. RT bitiminde takip edilen hastanin kontrol PET CT de ayn 
sahada akiimilasyon izlendi. Bu sonugtan sonra hastaya cispla- 
tin gemstabin den olusan kemoterapi baslandi. Hastanin takip- 
lerinde ciltte timér fistuli ve aksiller lenfadenopati gelisti. Ti- 
mor fistiilii bélgesinde siddetli kanamasi olan hasta hospitali- 
ze edildi, ikinci kirden sonraki kemoterapisine devam edilmedi. 
Hastaya bu dénemden sonra palyatif tedavi uygulandi. Hasta ilk 
tas cerrahisinden 21 ay sonra hayatini kaybetti. 


Tartisma 

Ust uriner sistem tiimérleri tim bébrek tiimérlerinin %10’nunu 
ve tiim DHK lerin %5’ini olusturur [1,2]. Ust driner sistemde ye- 
ralan tlm DHK lerin %75’i bobrekte yerlesirken sadece %25’i 
uireterde lokalizedir [1,3]. Bobrek DHK’lerinin yillik insidansi 0,6- 
1,1/100.000 olarak bildirilmektedir [2]. 

Bobrek DHK’lerin etiolojisinde yas ve cinsiyet ile beraber sigara 
en yiiksek risk faktort olarak dikkat ¢ekmekte ve tek basina ris- 
ki 2,5-7 kat arttirmaktadir [4,5]. Ust driner sistem taslari benzer 
sekilde riski arttiran faktorlerdendir. Sigara ve Ust Uriner sistem 
taslari disinda kimyasallara maruziyet, boya ve plastik sanayin- 
de calismak, siklofosfamid, sistozoma, kronik enfeksiyonlar, uy- 
gunsuz ve asir! analjezik tiketimi, asiri kahve tiketimi, papiller 
nekroz ve balkan nefropatisi diger risk fakt6rleridir [2,4,5]. Bizim 
hastamizda risk faktérlerinden sigara ve bobrek toplayici siste- 
minde tas varlig1 mevcut olan faktérlerdi. Hastamiizda 30 pa- 
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ket/yil sigara kullanim d6ykiisi olmasina karsin, bébrek tasi ta- 
nisi yeni baslayan yan agrisi nedeni ile insidental olarak kondu. 
Bobrek toplayici sistem kanserlerinin en sik basvuru sikaye- 
ti mikroskobik veya makroskobik hematiiri, kiint bogiir agrisi, 
distri, riner enfeksiyon ve ele gelen kitledir. Ayrica hastada 
yaygin hastalik meydana gelmisse anemi, kilo kaybi, istahsiz- 
lik, bulanti-kusma, kemik agrilari ile basvurabilir. Gortilme sikligi 
acisindan bu hasta gurubunda %75 oraninda goritilebilen hema- 
tiri ve kint bogur agrisi, bizim hastamizda oldugu gibi bobrek 
tas! olan hasta gurubunda da gérilebilen nonspesifik semptom- 
lardir. Tas varliginda olusan inflamasyon bu hasta gurubunda 
tan! koymay! olduk¢a zorlastirmaktadir. Hastamizda klinik be- 
lirti ve bulgular tan! koymada bize herhangi bir katki saglamadi. 
Bobrek DHK’leri nadiren perkutan tas cerrahisi esnasinda tesa- 
diifen saptanabilmektedir [6]. Bizim hastamiz bu tanima uyan 
hasta olmasina ragmen hastada tiimor nefroskop ile ulasilama- 
digi icin birakilmak zorunda kalinan Ust kaliks tasi ile ayni loka- 
lizasyonda idi ve tiim6r islem boyunca izlenemedi. 

Bobrek DHK tanisinda ultrasonografi, intravenéz pyelografi, bil- 
gisayarll tomografi ve manyetik rezonans goriintiileme 6nem- 
li yere sahiptir. Gortintiileme y6ntemlerinin kendi aralarinda arti 
ve eksileri olmakla beraber, bizim hastamizda oldugu gibi tas 
varliginda goruintiileme yontemleri tani koymada basarisiz ola- 
bilmektedir. Hastamizda ciltalti kitle olusumu ve patolojik tani 
konmas! sonrasinda dahi yapilan goériintuleme yontemlerinde 
primer tim6r varligina dair bulgu saptanamadi. Elimizdeki tek 
gortintuleme bulgusu, tan! sonras! yapilan Pozitron Emisyon To- 
mografisinde (PET) bébrek ve eksize edilen kitle bélgesindeki 
akumilasyon oldu, ancak bu bulgu nonspesifik bir bulgu olup 
bize net tan! koydurmada yetersiz kaldi. 

Bobrek DHK’ lerin prognozunda; lenf nodu pozitifligi, eslik eden 
karsinoma insutu varligi, multifokalite, eslik eden mesane veya 
ureter tim6r varligi, hastanin yasi ve kadin cinsiyet varligi gibi 
cesitli faktorler etkili olmakla beraber tiimGriin evresi ve dere- 
cesi en 6nemii iki fakt6rdiir [7]. Hastamiz primer timoriin lokali- 
zasyonu, tek odakli olmasi ve patolojisi ile iyi prognostik faktor- 
lere sahip olmasina ragmen bobrek giris traktinda tum6r sap- 
tanmasi hastay! pT4 evresine yikseltmistir. Hall ve arkadaslar! 
hasta serilerinde evre T4 hastalarda median sagkali siiresinin 6 
ay oldugunu bildirmislerdir [3]. Katz ve arkadaslar! ise 500 has- 
talik PNL serilerinde 1 hastada PNL esnasinda alinan biyopsi 
sonucunda, 1 hastada postoperatif dénemde yapilan CT goriin- 
tiilemesinde ve 1 hastada da nonfonksiyonel hale gelen bébre- 
gin nefrektomi patolojisinde TCC saptamislardir. TCC saptanan 
bu 3 hastada 2-19 ay icinde yasamlarini yitirmislerdir [6]. Has- 
tamizin patolojik evresinin T4 olmasi nedeni ile postoperatif d6- 
nemde adjuvan radyoterapi uygulandi. pT3-T4 ve lenf nodu tu- 
tulumu olan hastalarda adjuvan kemoradyoterapi 6nerilmekte- 
dir [8]. Ozellikle radyoterapinin kemoterapi ile kombine verilme- 
si beklenen yasam siiresi konusunda daha olumlu sonuclar ver- 
mektedir. Bizim hastamizin israrla kemoterapiyi kabul etmeme- 
si nedeni ile 6ncelikle radyoterapi uygulandi. Fakat hastamizda 
6 ay sonra lokal nuks gelisti. Lokalizasyonu ve yayilimi ile tek- 
rar eksizyona uygun olmayan niks sonrasi sisplatin ve gems- 
tabin den olusan kemoterapi uygulamas! basland!. Bu dénem- 
de lokal niiks bélgesinde cilt tlserasyonu ve siddetli kanama ne- 
deni ile hasta hospitalize edildi. 2. Kir sonrasi tedaviye devam 
edilemedi. Uc hafta sonra hasta ilk girisimden 21 ay sonra ya- 


samin1 yitirdi. 

Perkutan tas cerrahisi son yillarda Uroloji pratiginde oldukc¢a 
6nemli bir yer edinmistir. islem esnasinda nadirde olsa, hasta- 
mizda oldugu gibi timor ile karsilasilmasi olasidir. Bu durumda 
timortn rezeke edilerek fulgarize edilmesi ve islemin sonlandi- 
rilmasi veya ayn! seansta altin standart tedavi olan nefrotirete- 
rektomi ve parsiyel sistektomi yapiImasi uygulanabilecek teda- 
vi yontemleridir. Bizim olgumuzda oldugu gibi tumértn goriil- 
meyerek uzun siireli tas cerrahisi uygulamasi ise DHK gibi eki- 
lim potansiyeli ¢ok yliksek olan timor varliginda hasta i¢in bu- 
yuk bir sansizlik oldugu sdylenebilir. 

Bobrek toplayici sistemde yeralan DHK vakalarinda bobrek tas 
ile birlikteligi durumunda, hastalarin gerek klinik, gerek labara- 
tuar, gerekse radyolojik olarak atalanmasi olasidir. Bu hasta gu- 
rubunda, tiimG6riin goriilerek erken mudahele edilmesi prognoz- 
da son derece 6nemlidir. Bundan dolay! PNL sirasinda olasi bir 
toplayici sistem tumo6rti varlig1 konusunda dikatli olunmali ve bu 
konuda preoperatif dénemde yapilan radyolojik gériintiilemenin 
yetersiz kalabilecegi unutulmamalidir. 
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Ozet 

Kronik nekrotizan pulmoner aspergilloz, akciZer dokusunun Aspergillus tuirleri ile 
invazyonuna bagli gelisen; akcigerdeki kavite veya kitle lezyonlari varligi ile sap- 
tanir. Ayni zamanda semiinvaziv Aspergilloz olarak da tanimlanir. Semiinvaziv As- 
pergilloz genellikle immiinsiiprese hastalarda gériiliir ve ge¢ tan! koyulursa fatal 
seyirlidir. Akciger grafi ve toraks bilgisayarli tomografisindeki metastatik nodil- 
leri nedeniyle hastaneye kabul edilen, 60 yasindaki renal hiicreli kanserli hasta- 
yl sunduk. Bronkoskopisinde sari renkli bronsial sekresyon mevcuttu. Bronsial la- 
vaj sitolojisinde A. Fumigatus’a ait multip! mantar hifalari saptandi. Hastaya Itra- 
konazol tedavisi uygulandi. Aspergilusa ait bulgu izlenmeyen asemptomatik seyir- 
li olguyu, irdeleme sonucu tesadiifen saptanan semiinvaziv aspergilloz varligi ne- 


deni ile sunduk. 
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Abstract 

Chronic necrotizing pulmonary aspergillosis (CNPA) is defined as an cavity or mass 
lesion in the lung due to invasion of lung tissue by a fungus of the Aspergillosis 
species. It was described also as semiinvasive aspergillosis. Semiinvasive pulmo- 
nary aspergillosis is generally seen in patients with primer immunocompromised 
and it can be fatal in the event of late diagnose. We present 60 years old patient 
who had had renal cell cancer admitted to hospital with metastatic nodiiles in 
his chest X-ray and Thorax computed tomography. We have seen yellow colour of 
bronchial secretion in his bronchoscopy. Multip| mantar hyphae by A. Fumigatus 
was detected in his bronchial lavage cytology. Itrakonazol was administred to this 
patient. We review to this cases due to a semiinvasive aspergillosis was detected 
randomly when this case who had not both symptomatic and clinical sign by As- 
pergillosis is investigated. 
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Giris 

Aspergillus, akcigerde saprofitik kolonizasyondan invaziv nek- 
rotizan pndmoniye kadar degisen ozellikte akciger enfeksiyo- 
nu yapabilir [1]. Bu klinik degiskenligi belirleyen hastanin immun 
durumu ve altta yatan kronik akciger hastaligidir [2]. Kronik ak- 
ciger hastaliklarinin iginde tiberkiiloz, aktinomiges, histoplas- 
mosis ve karsinoma sayilabilir [1]. Semiinvaziv aspergillozis sik- 
likla yash hastalarda ve KOAH, diabetes mellitus, malnutrisyon 
ve diistik doz steroid kullanimi gibi komorbid durumlarda orta- 
ya cikan klinik tablodur [1]. Yavas seyirli olup radyografik ola- 
rak Ust loblari ve alt loblarin Ust bélimlerini tutar [3]. Semiinva- 
ziv aspergillozis tanis! koymak zordur ve genellikle tani koyma- 
da gecikme olur [2]. Tani; transtorasik veya bronkoskopik ola- 
rak mantarin gosterilmesiyle konulur [1]. Olgumuz, metastatik 
renal hucreli karsinomaya eslik eden; asemptomatik seyir gos- 
teren semiinvaziv aspergillozis olgusunun akcigerdeki lezyonun 
kaynagi arastirilirken, arastirma esnasinda dokuda gosterilme- 
si nedeniyle sunulmustur. 


Olgu Sunumu 

Berrak hicreli Renal Hiicreli kanser (RHK) nedeniyle onkoloji b6- 
lumunce takip edilen 60 yasinda erkek hasta; ¢ekilen kontrol To- 
raks bilgisayarli tomografide (BT)’ de metastatik nodillerde ar- 
tis nedeniyle gdgiis poliklinigine yonlendirildi. Fizik muayenesin- 
de belirgin patoloji saptanmadi. Tam kan sayiminda Beyaz Kiire: 
6400 K/, Hb: 12.4 g/dl, Platelet: 287000 K/UI idi. Total IgE: 46 
IU/ml, sedim: 72 mm ve CRP: 54 mg/L (0-5 mg/L) saptandi. Bi- 
yokimyasinda ozellik yoktu. Hastanin 6ykiisiinde eroin kullanimi 
mevcuttu. Kanda bakilan aspergillus spesifiklg-E negatif geldi. 
Ozgecmisinde 2009 yilinda RHK tanisi almis, sag nefrektomi 
yapilmis. RT ya da KT tedavisi verilmemisti. Hastanin 2009 yi- 
linda cekilen Toraks BT’ sinde her iki akciZerde cok sayida di- 
zensiz sinirli en buyigi 27 mm capa varan metastatik nodiller 
saptanmisti. Hastaya bronkoskopi yapilmis, lavaj sitolojisi ilti- 
habi hiicreler olarak raporlanmisti. Hasta kontrole cagrilmis an- 
cak hasta kontrole gelmemis. 2011 yilinda cekilen Toraks BT’ 
de her iki akciZerde en biyUgui sol akciger alt lob posterior seg- 
mentte 45x37 mm boyutlarinda 6lc¢iilen cok sayida 6nceki tet- 
kik ile karsilastirildiginda say! ve boyut olarak anlamli artis gds- 
teren solid kitlesel lezyonlar izlendi. 2011 yilinda hastaya bron- 
koskopi tekrari yapildi ve sol alt lob posterior segmentte Uzeri 
sekresyonla kapli sar! renkli endobronsial lezyon izlendi ve bura- 
dan biyopsi alindi. Biyopsi patoloji sonucu: aspergillozis i¢in ta- 
nisal olan dar agili dallanan mantar hifalari ile uyumlu idi (Se- 
kil 1a, Sekil 1b). Hastaya tim viicut taramasi icin PET-CT cekil- 
di. PET-CT sonucu: Toraksta sag akciger Ust lob anterior seg- 
mentte yaklasik 13 mm gapli (SUV maks:7), alt lob posteroba- 
zal segmentte 15 mm capli (SUV maks:2.3), 16 mm gapli (SUV 
maks:4.9), sol akciger Ust lob anterior segmentte yaklasik 11 
mm ¢apli (SUV maks:3.7), alt lob anterobazal segmentte yakla- 
sik 1 cm gapli (SUV maks:2.5) nodiller lezyonlarda ve sol alt lob 
posterobazal segmentte 28x45 mm (SUV maks:13.7) ve hemen 
medialinde sinirlar! net ayrilamayan 30x25 mm (SUV maks:7.7) 
boyutlarinda kitle lezyonlarinda patolojik artmis 18F FDG tutu- 
lumu izlenmisti. Sag paratrakeal, aortikopulmoner pencerede iz- 
lenen, sag paraaortik lenf nodlarinda patolojik 18F FDG tutulu- 
mu izlenmemisti. Hastaya tan! amacli akcigerdeki solid nodil- 
lere yOnelik transtorasik biyopsi yapildi. Biyopsi patolojisi: des- 


Sekil 1. Epitel altinda Aspergillusa ait mantar hifalari (A), Dar acili Aspergillosis 
mantar hifalari gorunumu X400 Hematoksilen eozinozin (B). 


moplastik iltihabi zemin Uzerinde buyUk oranda solid odaklar, 
yer yer psodoglandiler yapilar seklinde infiltre tumor izlendi. 
Timort olusturan hucreler genis, eozinofilik, graniiler, yer yer 
seffaf sitoplazmali, yuvarlak niikleuslu, ktigiik ntikleollii saptan- 
di. immiin histokimyasal incelemede epitelyal membran antijen 
(EMA), vimentin ile pozitiflik mevcuttu. Napsin fokal zayif pozi- 
tif, TTF-1, keratin 7, CD10, P63, RCC, CD 117, LCA, HCC nega- 
tifti. Patolojik olarak renal kitleye ait preparatlarla karsilastiril- 
diginda akcigerdeki tumor ile renal tumériin morfolojik olarak 
benzerlik gésterdigi alanlar mevcuttu. Oncelikle metastatik kar- 
sinom olarak degerlendirildi. Hastaya akcigerdeki aspergillozise 
yonelik itrakonazol tedavisi baslandi. Hasta metastatik RKK ne- 
deniyle takibi agisindan onkoloji boliimune yonlendirildi. Onko- 
loji b6lumiince kemoterapi programina alinan hasta kemotera- 
pi sonrasi ilagsiz takip edilmektedir. 


Tartisma 

Kronik nekrotizan aspergillosis diger adiyla semiinvaziv asper- 
gillozis veya subakut invaziv aspergillozis ilk olarak 1981 yilin- 
da Gefter ve Binder tarafindan tanimlanmistir [4]. Genellikle A. 
Fumigatus etkendir [4]. Semiinvaziv Aspergillosis invaziv pulmo- 
ner aspergillozisin tersine yavas seyirlidir [4]. ilerlemesi hafta- 
lar hatta aylar alabilir [4]. Damar invazyonu veya diger organla- 
ra yayilim beklendik bir olay degildir [4]. Semiinvaziv aspergil- 
lozis nadir gortiluir, bu konuyla ilgili bilgilerimiz vaka sunumlari- 
na ve kucguik vaka serilerine dayanir [4]. Kronik nekrotizan asper- 
gillozis genellikle orta ve ileri yastaki hastalarda gorulur [4]. Ge- 
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nellikle KOAH, gecirilmis tuberktiloz sekeli, torasik cerrahi, rad- 
yoterapi, pndmokonyoz, kistik fibrozis, akciger enfarkti veya na- 
dir olarak sarkoidoz gibi altta yatan kronik bir akciZer hastaligi 
vardir [4]. Genellikle DM, alkolizm, kronik karaciger hastalig1, dii- 
suk doz kortikosteroid tedavisi, malnutrisyon ve konnektif doku 
hastaliklari gibi hafif immunsuprese kisilerde gortilmektedir [4]. 
Hastalar genellikle ates, 1-6 ayda kilo kaybi, yorgunluk, keyifsiz- 
lik gibi konstitusyonel semptomlarla gelmektedir. Bu semptom- 
lara kronik produktif 6kstruk ve hemoptizi de eslik edebilmekte- 
dir [4]. Bazen hastalar asemptomatik de olabilmektedir (4). Ak- 
ciger grafisi ve toraks BT’ de genellikle Uist loblarda konsolidas- 
yon, plevral kaliniasma ve kaviter lezyon gériilmektedir [4]. Ka- 
rakteristik olarak radyolojik bulgular haftalar veya aylar icinde 
ilerlemeye egilimlidir [4]. 

Hastalarin cogunda A. Fumigatusa kars! serum IgG pozitif sap- 
tanmaktadir [4-5]. Aspergillusa karst hizlt deri reaksiyonu tes- 
ti de yardimci bir testtir ancak tanisal degildir [4]. Balgam veya 
bronkoskopi lavajinin aspergillus kultdru de pozitif olabilmek- 
tedir [4]. Aspergillusun hiicre duvarinda bulunan bir eksoanti- 
jen olan Galaktomannanin; serumda daha nadiren bronkoalve- 
olar lavaj ve diger viicut sivilarinda gosterilmesi, invaziv asper- 
gillosis tanisina katkida bulunmaktadir. Ancak tanida kullanilan 
yontemler olan lateks agliitinasyon ve ELISA testi ile Galakto- 
mannana dair yanlis pozitif sonuglar saptanmasi; bu testi sade- 
ce erken taninin kritik 6nem tasidigi hastalarda kullanilabilir kil- 
maktadir. Galaktomannan testi, bu nedenle tanida rutin olarak 
her hastada kullanilmamaktadir [5]. Calismalarda sensitivitesi 
%29-100, spesifitesi ise %90’In Uzerinde saptanmistir [6]. Biz 
de ayni gerekce ve hastanemizde rutin calisilan bir test olma- 
masindan dolayi bu testi galismadik. Tanida yer diger testler de 
Aspergillus spesifik immiinglobulin-E ve Aspergillus PCR’dir. As- 
pergillus spesifik Immiinglobulin-E tanida 6ncelikle ABPA’y: des- 
tekleyen bir bulgu olmakla birlikte rutin calisilan bir test oldugu 
igin olgumuzda ¢alisildi ve negatif sonug saptandi. Aspergillus 
PCR ise tanya katkis! olmakla birlikte diisuk spesifite ve sensiti- 
viteye sahip olmasi nedeni ile tanida az siklikta kullanilmaktadir 
[7]. Olgumuzda bu test ¢alisilmadi. Taniy kesinlestirmek ic¢in his- 
tolojik olarak mantarin doku invazyonunun ve kiltiirde aspergil- 
lus iremesinin gosterilmesi gerekmektedir [4]. Patolojik olarak 
semiinvaziv aspergillozis akciger dokusunun nekrozu, kavite du- 
varinin akut veya kronik inflamasyonu ve hifalarin gésterilmesi 
ile karakterizedir [4]. Taniy! koymak zordur bu nedenle genellikle 
tanida gecikme olmaktadir [4]. Bu da morbidite ve mortalite ge- 
lismesine neden olmaktadir [4]. Semiinvaziv aspergillozis, lite- 
ratiirde mide, kolorektal ve akciger kanseri malignitelerine eslik 
eden klinik olgu sunumu seklinde bildirilmektedir [8]. Literatiir- 
de renal hiicreli karsinom ve semiinvaziv aspergillosis birlikteli- 
gi olan olgu bildirilmemistir. Eslik eden KOAH, diabetes mellitus 
gibi hastaliklar! olmayan hastanin eroin kullanimi ve altta malig- 
nitesi disinda ek hastaligi yoktur. Hastanin bronkoskopisindeki 
endobronsiyal lezyondan alinan biyopside Aspergillus icin spesi- 
fik olan dar acili mantar hifalari gdrinumid saptandi. Dokuda et- 
kenin gésterilmesi subakut, kronik seyir ve invaziv olmayan kli- 
nik tablo nedeni ile semiinvaziv Aspergillozis olarak degerlendi- 
rildi ve olguya itrakonazol tedavisi baslandi. 

Sonug olarak, renal hiicreli karsinom akciger metastazi seklinde 
presente olan, subakut seyirli olgumuz; metastazla uyumlu klinik 
tablo gostermekteydi. Aspergillus diisindiirecek bir klinik izlen- 


meyen olgu; akcigerde saptanan lezyonlara yonelik yapilan aras- 
tirma esnasinda, asemptomatik seyir esnasinda irdeleme sonu- 
cu semiinvaziv Aspergillozis saptanmasi nedeni ile sunulmustur. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 


Kaynaklar 

1- Jhun BW, Jeon K, Eom JS, Lee JH, Suh GY, Kwon O) et al. Clinical characte- 
ristics and treatment outcomes of chronic pulmonary Aspergillosis. Med Mycol 
2013;51(8):811-17. 

2-Nam HS, Jeon K, Um SW, Suh GY, PyoChung M, Kim H et al. Clinical characteris- 
tics and treatment outcomes of chronic necrotizing pulmonary Aspergillosis: a re- 
view of 43 cases. Int J Infect Dis 2010;14:479-82. 

3-Joung MK, Kong DS, Song JH, Peck KR. Concurrent Nocardia related brain abs- 
cess and semi-invasive pulmonary Aspergillosis in an immunocompetent patient. 
J Korean Neurosurg 2011;49:305-307. 

4-Zmeili OS and Soubani AO. Pulmonary Aspergillosis: a clinical update. Q J Med 
2007;100(6):31 7-34. 

5- Sapmaz F, Sapmaz i, Saba T, Haberal C. Tiirkiye Aspergillus enfeksiyonu- 
na bagli kronik plevral ampiyemde giincel tedavi yaklasimlari. J Clin Anal Med 
2012;3(3):374-8. 

6- Mennink-Kersten MA, Klont RR, Warris A, Op den Camp HJ, Verweij PE. Bifido- 
bacterium lipoteichoic acid and false ELISA reactivity in aspergillus antigen detec- 
tion. Lancet 2004; 363:325-27. 

7. Hope WW, Walsh TJ, Denning DW. Laboratory diagnosis of invasive aspergillosis. 
http://infection.thelancet.com 2005;5(10):609-22. 

8- Baliko Z, Sarosi V, Illes MB, Varga Z, Hegedus G, Molnar P et al. PET-CT imaging 
and reality. Pathol Onco Res 2011;17(2):393-5. 


How to cite this article: 

Kilig H, Senttirk A, Karalezli A, Hasanoglu HC, Tatli H. Semiinvasive Aspergillosis 
Case Coexisting to Metastatic Renal Cell Cancer. J Clin Anal Med 2013;4(suppl 
5): 473-5. 


475 


Journal of Clinical and Analytical Medicine | 


Sigmoid Kolon Kanserli Bir Hastada Tespit Edilen 


Leuconostoc Spp. Bacteremia in a Patient 


with Sigmoid Colon Cancer 


Leuconostoc Spp. Bakteriyemisi 


Leuconostoc spp. Bakteriyemisi / Leuconostoc spp. Bacteremia 


Havva Avcikiiciik', Serap Siiziik', Cem Gengay?, Harun Mikci? 


'Tibbi Mikrobiyoloji Laboratuvari, *Genel Cerrahi Klinigi, *Anestezi ve Reanimasyon Klinigi, 


Kirikkale Yiiksek ihtisas Hastanesi, Kirikkale, Tiirkiye 


Ozet 

Leuconostoc tirleri firsat¢i patojenler olup nadiren enfeksiyon etkeni olarak kar- 
simiza ¢ikarlar. Ozellikle immiinstiprese hastalarda, invaziv islem uygulanan ve 6n- 
ceden antibiyotik tedavisi almis hastalarda enfeksiyonlara sebep olabildikleri bil- 
dirilmektedir. Bu olguda kan kiiltiirtinden izole edilen intrensek vankomisin direng- 
li Leuconostoc spp sunulmaktadir. Olgu 56 yasinda erkek hasta olup, tip II diya- 
beti ve kronik obstriktif akciZer hastaligi (KOAH) vardir. Bir buguk yil 6nce sigmo- 
id kolon kanseri sebebiyle opere edilmistir. Sonrasinda radyoterapi ve kemoterapi 
almis olan hasta kolostomi agzinda darlik gelismesi sebebiyle tekrar hastanemi- 
ze basvurmustur. Hastanin atesi yiikseldigi icin ampirik tedavi baslanmistir. Has- 
tadan alinan bir set kan kiiltiirtinde (Bactec 9050, Becton-Dickinson, ABD) gram 
pozitif koklar gortilmustiir. Bakteri API 20 Strep (BioMerieux, Fransa) kiti ile Leu- 
conostoc spp olarak tanimlanmistir. CLS! (Clinical and Laboratory Standards Ins- 
titute) 6nerilerine gére disk difiizyon yontemi ile antibiyotik duyarlilik testi calisil- 
mustir. Izolat, disk diftizyon metodunda linezolid ve kinopristin-dalfopristine duyar- 
li, penisilin, ampisilin, eritromisin, tetrasiklin, vankomisin ve teikoplanine direng- 
li olarak bulunmustur. Vankomisin direnci E-test (AB Biodisk, Solna, isvec) yapila- 
rak dogrulanmistir. 


Anahtar Kelimeler 
Leuconostoc; Bakteriyemi; Vankomisin 


Abstract 

Leuconostoc species are opportunistic pathogens that rarely encountered as an 
infection agent. It has been reported that, this pathogen could cause infections 
especially in immunsupressive patients, after invasive procedures and antibiotic 
treatment. In this report, we aim to present a case with intrinsically vancomycin 
resistant Leuconostoc spp. that was isolated in blood culture. Fifty six years old 
male patient with type II diabetes mellitus and chronic obstructive pulmonary 
disease had been operated for sigmoid colon cancer one a half years ago. He was 
taken radiotherapy and chemotherapy right after the operation. The patient was 
admitted to our hospital with a complaint of stenosis in colostomy opening. Em- 
piricial treatment was started for high fever. Gram positive coccus was reported 
in the blood culture(Bactec 9050, Becton-Dickinson, USA). The isolate was identi- 
fied as Leuconostoc spp. with API 20 Strep (BioMerieux, French) kit. Antibiotic 
susceptibility test was performed by the disk diffusion method according to CLSI 
(Clinical and Laboratory Standards Institute) recommendations. The isolate was 
found susceptible to linezolid and quinupristin-dalfopristine, while it was resistant 
to penicilin, ampicillin, erythromycin, tetracycline, vancomycin and teicoplanin by 
the disk diffusion method. Vancomycin resistance was confirmed by E-test (AB 
Biodisk, Solna, Sweden). 
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Giris 

Leuconostoc spp. gram pozitif, hareketsiz, katalaz ve pirrolidonil 
aril amidaz (PYR) aktivitesi negatif fakiltatif anaerob koktur. 
Bu cinse ait bakteriler kanli agarda alfa ya da non hemolitik 
koloniler olusturarak Urerler ve siklikla viridans streptokoklarla 
ve laktobasiller ile karistirilirlar. Ancak bu bakterilerden farkli 
olarak Leuconostoc tirleri vankomisine karsi intrensek diren¢ 
gosterirler. Bu organizmalar firsat¢i patojen olup son yillarda 
immunsiprese, invaziv girisim uygulanan ve antibiyotik tedavisi 
almis hastalardan enfeksiyon etkeni olarak izole edilmistir. Leu- 
conostoc tirleri kan kiltiirleri, hepatik ve intraabdominal ab- 
seler, gastrostomi ve trakeostomi bdlgeleri, serebrospinal sivi, 
periton diyaliz sivisi ve yara 6rneklerinden bildirilmistir [1,2]. 

Bu olguda hastanemiz laboratuvarinda bakteriyemi etkeni 
olarak kan kiilturtinden ilk kez izole edilen Leuconostoc spp. 
sunulmustur. 


Olgu Sunumu 

Tip Il diyabeti, kronik obstriktif akciger hastalig1 (KOAH) olan 
56 yasindaki erkek hasta bir buguk yil 6nce karin agrisi, bulanti, 
kusma, karinda sislik, gaz ve gaita cikaramama sikayeti ile acil 
servise basvurmus olup yapilan fizik muayene ve laboratuvar 
tetkikleri sonucunda ileus tanis! koyularak opere edilmis ve 
operasyon sirasinda sigmoid kolon kanseri oldugu anlasilmis, 
ameliyat sonrasi hastaya alti kiir radyoterapi ve kemoterapi 
planlanmistir. Hastanin son kemoterapi kirtinden sonra kolosto- 
mi bolgesinde daralma gelismesi sebebiyle tekrar hastanemize 
basvurmus ve genel cerrahi klinigine yatirilmis ve kolostomi 
kapatilarak kolon anastomozu yapilmistir. Operasyon sirasinda 
ince bagirsak segmentinde yaklasik 1 cm'lik yaralanma olmus 
ve bu kisim iki kat Uzerinden kapatilmistir. Ameliyat sonrasi 4. 
giinden itibaren hastanin sol parakolik dreninden safrali vasifta 
igerik gelmeye baslamis ancak hastanin karin agrisinin, bulanti- 
kusmasinin, atesinin olmamasi, gaz ve gaita cikisinin olmasi 
nedeniyle kontrolli fistiil olarak degerlendirilmis ve hasta 
tekrar opere edilmemis olup CRP degeri; 26.70mg/dL, beyaz 
kiresi;13K/uL, sedimantasyon; 71mm/h olarak bulunmustur. 
Hastanin atesinin ¢ikmasi Uzerine bir set kan kiltirii ile be- 
raber biyokimya ve hemogram tetkikleri icin kan alinmistir. 
Hastanin beyaz ktiresi; 20.40K/uL, CRP; 43.09mg/dL olarak tes- 
pit edilmistir. Laboratuvarimiza génderilen kan kilttirii setinde 
(Bactec 9050, Becton-Dickinson, ABD) ikinci giinde, iki sisede 
de Ureme saptanmis ve yapilan gram boyamada gram pozitif 
koklar tespit edilmistir. Klinik, telefonla aranarak bilgilendirme 
yapilmis ve hastaya enfeksiyon hastaliklar! uzmani tarafindan 
linezolid baslanmistir. Pozitif sinyal veren kan kiltiir siselerinden 
koyun kanli agar (KlasMed, Tiirkiye), eozin metilen blue agar 
(KlasMed, Turkiye) ve gukulata agara (KlasMed, Tiirkiye) pasaj 
yapilmistir. Koyun kanli agarda alfa hemoliz olusturan koloniler 
saptanmistir. izolatin tanimlanmasi icin API 20 Strep (BioM- 
erieux, Fransa) kiti kullanilmistir. Ayn! zamanda CLS! onerileri 
dogrultusunda disk difiizyon yéntemi ile antibiyotik duyarlilik 
testi yapilmistir [3]. Testlerin degerlendirilmesi sonucu bakteri 
Leuconostoc spp. olarak belirlenmis ve antibiyotik duyarlilik 
testinde linezolid ve kinopristin-dalfopristine duyarli, penisilin, 
ampisilin, eritromisin, tetrasiklin, vankomisin ve teikoplanine 
direncli oldugu gortilmistiir. Tanimlama testi ve disk difuzyon 
testi tekrarlanarak bakterinin Leuconostoc spp. oldugu ve vank- 


omisine direncli oldugu teyit edilmistir. Vankomisin direnci E- 
test (AB Biodisk, Solna, isvec) yapilarak dogrulanmistir. 


Tartisma 
Nadir olarak 
mun sistemi baskilanmis hastalarda enfeksiyonlara sebep 
olmaktadir. Ancak bu turlerin insanlarda hangi yolla kolonize 
oldugu ve enfeksiyona yol a¢tigi bilinmemektedir [4]. Ancak mu- 
kokiitan6z biitiinlugii bozan entiibasyon, trakeostomi, katater 
gibi invaziv girisimlerin kaynak olabilecegi diisuniilmektedir. 
Yapilan bir calismada etkenin izole edildigi tim hastalarin altta 
yatan 6nemli bir hastaliginin oldugu ve 6nceden antibiyotik te- 
davisi aldigi, ayrica cilt biitinlUgiiné bozan bir islemin yapildigi 
goéruilmektedir [5,6]. Green ve arkadaslar! [7] 48 cocugun gaita 
orneklerini incelemisler ve degerlendirmede 14 tane vankomisin 
direncli gram pozitif kok izole etmisler ve bunlarin iki tanesinin 
Leuconostoc tiirii oldugunu bildirmislerdir. 


rastlanan Leuconostoc ttrleri 6zellikle im- 


Leuconostoc tiirlerinin neden oldugu menenjit olgulari da 
bulunmaktadir. Ataman Hatipoglu ve arkadaslar! 57 yasinda 
bir kadin hastanin BOS kilttriinden etkeni izole etmislerdir [4]. 
Cesitli malignensilere karsi uygulanan kemoterapi sonrasinda 
gelisen immunsupresyon sonucunda etkenin izole edildigi géril- 
mektedir. Ulkemizde sunulan bir olguda, akut myeloid lésemili 
bir hastanin kan kiltiiriinden etkenin izole edildigi gorilmustir 
[8]. Leuconostoc tirleri baslangi¢ta koloni morfolojisi ve gram 
boyama goriintiisi ile viridans streptekok olarak distnilebilir. 
Bu yanilgi, Dhodapkar ve arkadaslarinin olgusunda yasanmistir. 
Arastiricilar, kisa bagirsak sendromu olan ve intra ven6z ka- 
teteri bulunan bir gocuk hastanin kan kilttriinden izole edilen 
bakteriyi Once viridans streptekok olarak tanimlanmislardir. An- 
cak antibiyotik duyarlilik test sonucunda, bakterinin vankomis- 
ine direngli oldugu gortliince tanimlama testi tekrar edilmis ve 
etkenin Leuconostoc spp. oldugu belirlenmistir [9]. Olgumuz 
literatiirdeki vakalara benzer sekilde; kronik olarak tip II diya- 
beti ile KOAH’! olan ve kolon kanseri tanisi almis, opere edilmis, 
radyoterapi ve kemoterapi uygulanmis bir hasta olup hastanin 
kan kiltiirtinden etken olarak Leuconostoc spp izole edilmistir. 
Sonug olarak Leuconostoc turlerinin nadir de olsa bakteriyemi 
etkeni olabilecegi bilindiginden dogru tani ve tedavi igin Urey- 
en bakterilerin antibiyotik duyarliliginin ve tanimlamalarinin 
dogrulanmas! hem epidemiyolojik olarak hem de tedaviye yon 
verilmesi acisindan onemlidir. izole edilen gram pozitif koklarda 
vankomisin direnci tespit edildiZinde bakterinin Leuconostoc 
spp. olabilecegi de akilda tutulmal! ve mutlaka tiir diizeyinde 
tanimlama yapilmalidir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada ¢ikar cakismasi ve finansman destek alindigi bey- 
an edilmemistir. 
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Ozet 

Datura stramonium; tilkemizde en sik “seytan elmasi”, “tatula” gibi isimlerle bili- 
nen belladona alkaloid ailesinin bir tiyesi olan, atropin, hiyosiyamin ve skopolamin 
igeren haliisinojenik ve antikolinerjik etkileri olan bir tir bitkidir. 19 yasinda er- 
kek hasta acil servisimize biling degisikligi, anlamsiz konusma sikayetleri ile geti- 
rildi. Oykiisiinden hastanin semptomlarin baslamasindan 4 saat 6nce “seytan el- 
mas!” denilen bir bitkiden almis oldugu ogrenildi. Bu calismada acil servisimize de- 
liryumla getirilen daha sonradan datura stramonium aldigi 6grenilen olguyu sun- 


may! amacladik. 
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Abstract 

Datura stramonium, known as devils apple or tatula by the people of Turkey, is 
a plant known member of a belladonna alkaloid family contains atropine, hyo- 
scyamine and scopolamine having hallucinogenic and anticholinergic effects. 19 
years old male patient admitted to emergency department (ED) by his relatives 
with the complaints of altered mental status, and meaningless speech. History 
revealed that patient consumed “Datura stramonium” for entertainment about 
4 hours before the development of symptoms. In our study we described a case 
presented by delirium to our emergency department later diagnosed as Datura 


stramonium poisoning. 
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Giris 

Datura stramoniumun (DS) ulkemizde yaygin olarak bulunabilen 
bir bitkidir. Boru ¢igegi, abuzambak, bostan karanfili, buy otu, 
cin otu, kokar otu, domuz pitiri, sihirbaz otu, seytan elmasi, sey- 
tan otu, tatula, yelesik gibi isimlerle de bilinmektedir [1,2]. DS 
20-100 cm boyunda, dik gévdeli, 7-14 dalli, siyah tohumlar i¢e- 
ren 3-4 cmllik yesil meyveleri ve biiyiik beyaz boru seklinde ci- 
cekleri olan bir bitkidir (Sekil 1). Bitkinin butiin parcalarinda bel- 
ladonna alkaloidi olan atropin, hiyosiyamin ve skopolamin bu- 
lunmaktadir. Bitkinin 6zellikle tohumlari yuksek konsantrasyon- 
da atropin igermektedir. DS astim, bronsit, hemoroid, egzema 
gibi rahatsizliklarin herbal tedavisinde kullanilmaktadir. Ayrica 
ilag endistrisinde de 6nemli bir yeri mevcuttur [1-6]. DS toksi- 
sitesinde ajitasyon, deliryum, hallisinasyon, gorme bozukluklari, 
idrar retansiyonu, koma ve élim gortilebilmektedir [1-3]. 


Olgu Sunumu 

19 yasinda erkek hasta Acil servisimize biling degisikligi, an- 
lamsiz konusmalar, etrafa bagirip cagirma sikayetleriyle getiril- 
di. Hastanin bilinci agik, yer, zaman, kisi oryantasyonu bozuktu. 
Kooperasyon saglanamiyordu, ajitasyonlari ve dezoryantasyo- 
nu vardi. Kendi kendine anlamsiz konusmalari ve bakislari vardi. 
Ozgecmisinde kronik hastaligi yoktu. Tansiyon arteriyel; 135/72 
mmHg, Nabiz; 105/dk, Ates; 37,20C Solunum sayisi; 18/dk idi. 
Pupilleri izokorik, bilateral midriyazisi mevcuttu. Deri ve a&zi ku- 
ruydu. Barsak sesleri hipoaktifti. Elektrokardiyografisinde sinus 
tasikardisi mevcuttu. Laboratuarda tam kan, biyokimya, kan 
gazi degerleri normaldi. Yapilan toksikolojik taramada ilag veya 
madde tespit edilemedi. Bu bulgular isiginda, hastada antikoli- 
nerjik toksikodrom olabilecegi distinuldii ve destek tedavisine 
baslandi. Oykii derinlestirildiZinde; hastanin 4 saat 6nce “sey- 
tan elmasi” denilen bir bitkiden haliisinojen etkisi nedeniyle al- 
mis oldugu 6grenildi. Ulusal Zehir Danisma Merkezi (UZEM) ara- 
narak bilgi alindi. Madde alimindan sonra 4 saat gecmis oldugu 
igin gastrik lavaj ve aktif komur uygulanmadi. Ajitasyonlari se- 
bebiyle midazolam 5 mg intravendéz yoldan titre edilerek uygu- 
landi. Kisa bir sure ajitasyonlari gerileyen hastanin takiplerin- 
de tekrar ajitasyonlar! olmasi sebebiyle, titre edilerek ek 5 mg 
midazolam daha verildi. Solunum depresyonu acisindan hasta 
monitorize gézlem odasinda yakin takip altinda tutuldu. Ajitas- 
yonlarinin sonlanmamasi Uzerine 2 mg fizostigmin 5 cc serum 
fizyolojik ile sulandirilarak 5 dakikada infizyon seklinde uygu- 
landi. Fizostigmin uygulamasi sonrasi 2 dakika icginde hastanin 
ajitasyonlari tamamen geriledi. Dezoryantasyonu ve nonkoope- 
re durumu tamamen ortadan kayboldu. Takiplerinde herhangi 
bir sikintis! olmamasi Uzerine hasta 8 saat sonra taburcu edildi. 


Tartisma 

DS, yaygin olarak Jimson tohumu olarak bilinmektedir [7]. Bu 
bitkinin antikolinerjik etkileri; igerdigi atropin, skopolamin ve 
hyosiyamine baglidir. Her bir tohum tanesi yaklasik 0,1 mg at- 
ropin igermektedir. Yuz tohum toplamda 6-10 mg arasi atropin 
igermektedir ve insan icin 10 mg’in zerinde atropin alimi dlim- 
cil sonuclar dogurabilir [4-7]. Bizim olgumuzda oldugu gibi ha- 
lisinojenik ve oforik etkisi nedeniyle de gencler arasinda kétiiye 
kullanimi nadir olsa da goriilebilmektedir. Semptomlar genellik- 
le oral alimlarda 30-60 dk sonra baslar. Baslangi¢ semptomla- 
ri hallisinasyonlar, mukozalarda kuruluk, susuzluk hissi, pupiller- 


Resim 1. Datura stramoniumun 


de dilatasyon, gérme bozuklugu, konusma bozukluguyla devam 
eden haltisinasyonlardir [8-10]. Beraberinde tasikardi, idrar re- 
tansiyonu ve ileusu igeren semptomlarda gé6rilur. Nadiren hi- 
pertermi, solunum arresti, konvilsiyonlar gézlenebilir. Gastro- 
intestinal motilitenin azalmasi toksinin eliminasyonunu gecik- 
tirerek 24-48 saate kadar semptomlarin devam etmesine ne- 
den olabilir. Literatiirde DS’nin agiz yoluyla alimi sonucu delir- 
yum, halusinasyonla, ajitasyon, konfUzyon ve éliim gelisen vaka- 
lar bildirilmistir [1;4;11;12]. Bizim hastamizda biling degisikligi 
ve ajitasyonla gelmisti. 

Antikolinerjik zehirlenmenin tedavisi konservatiftir ve 6zgtil an- 
tidotu fizostigmindir. Kurzbaum DS tedavisinde Fizostigmin kul- 
lanimini Gnermistir [13]. Fizostigmin kan-beyin bariyerini etkin 
bir sekilde gecebilir ve geri déniistimli olarak antikolinesteraz 
inhibisyonu yapar. Hemodinamik bozulmaya neden olan tasidis- 
ritmi, ciddi ajitasyon, koma, konvilziyon, ciddi diskinezi, ve so- 
lunum depresyonu varsa fizostigmin kullanimi 6nerilmektedir. 
Ozellikle benzodiyazepinlerin cevapsiz kaldigi ve kontrolii gere- 
ken deliryumda ve ciddi ajitasyonda diistiniilmelidir. Eriskin dozu 
2 mg intraven6éz olup, 5 dakikadan daha uzun bir stirede uygu- 
lanmasi 6nerilmektedir [13-16]. 


Sonug¢ 

Acil servislere deliryumlara gelen hastalarda ayrintil! anemnez 
alinmali, ayirici tanida bitkisel Grinlerin kotiiye kullanimi da du- 
sunilmelidir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar gakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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6zet 

inguinal hernilerin bir komplikasyonu olan inkarserasyonun goriilme orani %1-2 
olarak bilinmektedir. Genellikle omentum ve barsak gibi hacmi daha biiyiik ve ser- 
best organlar herni kesesi icinde sikismaktadir. inmemis testis ise prematiire do- 
gumlarda %9-25, matiir dogumlarda %3,5-6 oraninda gorillen ve malignite ris- 
ki bulunan bir trolojik problemdir. Litarattirde malignite dejenarasyonu normal- 
den 5-30 kat daha fazla olarak bildirilmektedir. Biz bu calismada inkarsere ingu- 


inal herni kesesi iginde sikismis olan inmemis testisli nadir bir olguyu sunuyoruz. 
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Abstract 

As acomplication of incarceration, inguinal hernias encountered in the emergency 
department and the avarage incidence rate is known 1-2%. Bodies trapped in the 
hernia sac are usually greater and free organs such as omentum and bowel. Un- 
descended testes is an urological problem which have a malignancy risk of 9-25 
% in prematur born, 3,5-6 % in matur born. In literature; undescended testes has 
an 5-30 times increased risk of malign degeneration. In this case we offer an in- 
carcerated inguinal hernia sac in cases of undescended testes rarely encountered 


in the emergency department. 
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Giris 

inguinal herniler, 6zellikle erkek ve ileri yas populasyonunda, ka- 
rin duvarinin zayiflamasi veya intraabdominal basincin artma- 
si sonucu gortilen bir durumdur [1]. inguinal hernilerin en 6nem- 
li komplikasyonlari inkarserasyon ve strangulasyon olup, goril- 
me orani % 1-2 olarak bilinmektedir [2]. Herni kesesi i¢inde ¢e- 
kum, cikan kolon, apendiks, sigmoid kolon, uterus, fallop tupleri, 
mesane sikisabilmektedir [3]. 

Skrotumda olmayan testis anlamina gelen inmemis testis, geni- 
touriner sistemin en sik goriilen konjenital anomalisidir [4]. Ma- 
tur erkek bebeklerde gortilme sikligi % 3 -5 olup, prematirler- 
de bu oran % 30’ lara kadar cikmaktadir. inmemis testisin en 
d6nemli komplikasyonu, normal yerlesimli testisli kisilere gore 
testis kanseri riskinin 40 kata kadar artmasidir [4]. inmemis tes- 
tis Urolojik bir problem olarak yaygin olarak goriilsede inguinal 
herni kesesinde bogulma orani oldukga diistiktir. Ayrica intraab- 
dominal yerlesimli testis atrofiye ugrayip spermatogenez isle- 
vini yerine getiremeyecegi icin infertilite icin de risk faktoridur. 
[5]. Biz burada inkarsere herni kesesi iginde inmemis testis sap- 
tanan olguyu literati esliZinde sunduk. 


Olgu Sunumu 

28 yasinda erkek hasta, sag kasikta sislik ve 24 saattir devam 
eden karin agrisi sikayeti ile acil servise basvurdu. Hastanin bu- 
lant! ve kusmasi yoktu. Gaz ve gaita desarji mevcuttu. Hasta- 
nin ézgecmisinde sag tarafta inmemis testis tanisinin oldugu 
édrenildi. iki yildir sa& inguinal hernisinin oldugu ve zaman za- 
man kendisinin rediikte ettigi 6grenildi. Olgunun acil servise ka- 
buliinde yapilan muayenesinde, genel durumu iyi, suuru acik, vi- 
tal bulgular! normal idi. Batin muayenesinde defans ve rebound 
yoktu. Sag inguinal bélgede inkarsere inguinal hernisi mevcut 
olup, cilt hafif hiperemik goriinumde ve hassas idi. DiZer sistem 
muayeneleri ise normal olarak saptandi. Yapilan skrotal ultra- 
sonografi (USG)’sinde sag inkarsere inguinal herni ve herni ke- 
sesi icginde testis ile uyumlu gorinim mevcuttu (Sekill). Olgu- 
nun labarotuvar parametreleri incelendiginde beyaz kiire 15000 
mm3 (4000-11000), diger degerler ise normal aralikta idi. in- 
karsere inguinal herni tablosundaki hasta genel cerrahi ile kon- 
sulte edilerek acil ameliyata alindi. Hastaya sag inguinal anteri- 
or kesi yapilip katlar gecilerek, kord askiya alindi ve herni kesesi 
bulunup agildi. Herni kesesinin icinde atrofik testis oldugu géril- 
di ve intraoperatif iiroloji konstiltasyonu istendi. iInmemis testis 
oykiisu bilinen hastada atrofik testisin malignite olasilig1 nede- 
niyle sa orsiektomi yapildi. Takiben herniorafi yapilarak ame- 
liyat sonlandirildi (Sekil 2). Hastanin patoloji sonucu diizenli ya- 
pida, atrofik goriinumde, spermatogenez yapamayan sag testis 
materyali olarak raporlandi. 


Tartisma 

Testis normalde fetal gelisimin 8-15. haftalari arasinda abdo- 
minal kaviteden asagi dogru yer degistirerek inguinal kanala, 
25-35. haftalar arasinda da skrotuma_ yerlesir. Testisin fetal 
hayattaki géciinde sorun olmasi inmemis testis, inguinal herni, 
hidrosel gibi durumlara neden olmaktadir [3]. inmemis testisin 
infertilite, malignite, torsiyon ve beraberindeki herni nedeniyle 
ilk 1 yas iginde medikal veya cerrahi olarak skrotuma indirilme- 
si gerektigi belirtilmektedir [4]. Ceylan ve ark. [4] inmemis tes- 
tisli olgu serilerinde ortalama tedavi yasini 13 + 9 olarak bildir- 
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Sekil 2. Olgunun intraoperatif gériintileri 


diler. Bu olgu sunumunda inkarsere inguinal herni kesesi iginde 
inmemis testis saptanan eriskin olgu literattir esliZinde sunuldu. 
inguinal bélgede sislik saptanan olgularda, inmemis testis, in- 
guinal herni, hidrosel, lenfadenopati, spermatik kord kisti, nuck 
kanali kisti ya da testis torsiyonunu diisiintilmektedir [6]. Inme- 
mis testis tanisinda radyolojik goruntulemeler maliyet agisin- 
dan efektif olmayip gogunlukla kesin sonug vermez. Genel anes- 
tezi altinda yapilacak fizik muayane, radyolojik yéntemlerden 
daha ucuz ve etkilidir [7]. Bu calismada inguinal bélgede sislik, 
agri ve kizariklik saptanan olguda inkarsere inguinal herni du- 
sUniilmis olup herni kesesi icinde sikisan organin testis oldugu 
radyolojik ve intraoperatif olarak saptanmistir. Bu ¢alismada ol- 
gunun kesin tanisi ve ameliyat 6ncesi akut karinin diger neden- 
lerinin dislanmasi igin USG yapilmistir. 

inguinal hernilerde komplikasyon gelismemesi icin ameliyatin 
elektif olarak planlanmasi énerilmektedir. inkarserasyon, ingu- 
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inal hernilerin %1 oraninda goriilen bir komplikasyonudur. in- 
guinal herniler inkarsere oldugunda olusabilecek mortalite ve 
morbiditenin inkarserasyonun suresi ve hastanin yasi ile dog- 
ru orantili oldugu ifade edilmektedir [8]. inkarsere veya stran- 
gille sekilde gelen komplike vakalarda sikisan organ ince barsak 
ya da kolon ise uygun sekilde rezeksiyon ve vakanin durumuna 
gére anastomoz ya da stoma tercih edilebilir. ESer sikisan or- 
gan omentum ise sadece omentektomi ile hasta daha az mor- 
bidite altinda ameliyat sonlandirilabilir [9]. Sulu ve ark. [10] am- 
yand fitiklarinda komplikasyonsuz serilerde apendektominin gii- 
venli oldugunu ve ayni seansta herni tamirinin yapilabilecegi- 
ni rapor etmislerdir. Litaratuirde inmemis testisin inkarsere her- 
ni ile birlikteliZinin nadir oldugu genellikle cocuk yasta fark edi- 
lip ayni seansta hem herni tamiri hem de inmemis testisin yeri- 
ne tespitinin yapildigi belirtilmektedir [5]. Yine postpubertal in- 
memis testis ile karsilasilirsa malignite riski nedeniyle orsiekto- 
mi uygulanmalidir [4]. Bu olgu sunumda herni kesesi icginde bu- 
lunan testise malignite riski nedeniyle orsiektomi uyguland! ve 
sonrasinda herniorafi yapilarak ameliyat sonlandirildi. 


Sonu¢ 

inkarsere inguinal herni seyrek olmayan bir durum olup, kese- 
si iginde sikisan organin inmemis testis olmasi nadirdir. Malig- 
nite, infertilite riskinin yaninda torsiyon, herniasyon, inkarseras- 
yon riski nedeniyle inmemis testisin tanisinin dogru ve erken ko- 
nulmasi ve uygun cerrahi zamaninin planlanmasi 6nemlidir. Bun- 
dan dolayi yeni dogan ve gocukluk déneminde rutin doktor kont- 
rollerinin 6nemi hakkinda toplumun bilgilendirilmesinin 6nemli 
oldugu diisiincesindeyiz. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Tuiberkiiloz, diinyada gelismekte olan Ulkelerde mortalite ve morbitidenin biiylik 
bir nedenidir. Kostanin primer tiiberkiilotik osteomiyeliti nadirdir. Anamnez ve fizik 
muayeneyi takiben radyolojik ve histolojik olarak incelemeler yapildi. Kaburgada 
osteomiyelitin teyit edilmesinin ardindan, etkilenmis kaburga parcasinin subperi- 
ostal olarak rezeksiyonu yapildi. Kosta rezeksiyonunu, kosta ttiberkiilozu tedavisin- 


de etkili yontem olan bir yil oral antitiiberkiiloz tedavisi takip etti. 
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Abstract 

Tuberculosis has been a major cause of morbidity and mortality, significantly in 
the developing parts of the world. Primary tuberculotic osteomyelitis of the rib 
is rare. Following history and examination, radiological and histological investiga- 
tions were performed. After confirming osteomyelitis of rib, excision of the sinus 
tract along with subperiosteal resection of the affected part of the rib was done. 
Resection of affected part of the followed by oral antituberculosis drug for one 


year is an effective modality of treatment for rib tuberculosis. 
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Introduction 

Tuberculosis is rarely located on ribs [1]. Chest pain, subcuta- 
nous mass are among clinical symptoms due to fractured ribs. 
Radiological findings help us to locate the lesion and to plan the 
procedure, but they are nonspecific and nondiagnostic. Defini- 
tive diagnosis can be made by surgical excision. We present a 
case of rib tuberculosis which was presented only with chest 
pain. 


Case Report 

A 23-year-old woman presented with a 3-month history of 
pleuritis right-sided chest pain. On chest examination showed 
tenderness and paint o palpation over the posterior part of the 
right seventh rib. Findings on auscultation of the lungs were 
normal. The results of a complete blood count and other labo- 
ratory tests performed on admission were normal. The patient 
was immunized against tuberculosis. A chest radiograph re- 
vealed a 3-cm destructive lesion in the posterior aspect of the 
right seventh rib. A CT scan of the chest revealed destruction 
of the right seventh rib and the presence of an adjacent 3-cm 
soft-tissue mass [Figure 1]. The operative findings confirmed 
erosion of the rib. A bone scan showed increased uptake at this 
rib. Surgery was performed with extrapleural drainage and ex- 
cision biopsy from the bone and adjacent soft tissue. Resected 
specimens were subjected to pathological examination and 
primary tuberculous osteomyelitis was confirmed [Figure 2]. 
Culture results of the specimens confirmed a Mycobacterium 
tuberculosis infection. A specimen for culture (aerobic, anaero- 
bic an fungal) was obtained from the around of fractured mass. 
Bacteriological culture was negative. No acid- fast bacilli were 
seen on the material. There was no primary tuberculosis focus 
and any history of contact with tuberculosis patients. Oral anti- 
tuberculosis drugs were given to patient for a period of one 
year (rifampicin in doses of 10-15 mg/kg, isoniazid (INH) 5mg/ 
kg, ethambutol 15 mg/kg, andpyrazinamide 25 mg/kg of body 
weight for initial two months followed by a ten-month therapy 
of two drugs rifampicin and INH in the same doses). The patient 


Figure 1. CT scan of the chest of a patient with rib tuberculosis shows destructive 
lesion at the right seventh rib and a 2-cm soft tissue mass overlying the lesion. 


follow up three months was comfortable and there was no pain 
on the area. 


Figure 2. The bone spicules destructed with chronic granulomatous inflammation 
and caseification necrosis (H&E staining x400). 


Discussion 

Chest wall and rib tuberculosis is very rare [1]. The presentation 
of this case was a progressive enlargement of surrounding tis- 
sue and destruction of the rib. The most common pathogenesis 
of rib involvement in tuberculosis is considered as hematog- 
enous spread from the lungs [2]. The findings in our case illus- 
trate that the diagnosis of tuberculosis should be considered in 
a patient with a destructive rib lesion from an area of endemici- 
ty. The diagnosis is often delayed until the osseous destructions 
are seen on the chest radiogram and computed tomography of 
palpable chest wall masses develop [3].Radiological findings are 
nonspecific. Osteolytic and osteoblastic features are seen. A 
plain chest radiograph is taken as part of the routine examina- 
tion if you suspect the tuberculosis. The looking of apical lung 
lesion that is suggested tuberculosis can provide diagnostic 
clues in the differential diagnosis of 

suspected lesion. We presented a case of rib tuberculosis in a 
patient with only pleuritic chest pain and developed osseous 
destructions. CT is useful in demonstrating bony sclerosis and 
fractured. Tuberculosis may mimic many disease processes and 
affect any anatomical structures. In developing countries where 
tuberculosis is common the diagnosis can be made easily by 
evaluating clinical course, history and laboratory examinations. 
Biopsy with fine needle aspiration is made for diagnostic pur- 
pose and acid-fast bacilli was seen on smear and tubercle ba- 
cilli can be seen in culture. However rate of diagnosis of fine 
needle aspiration and biopsy is generally low. 

Most patients were relatively young, free of underlying dis- 
ease, and lived in a country in which tuberculosis is endemic. 
The disease presented indolently with rib pain and swelling. Ex- 
trasternal disease is detectable in less. Diagnosis was based on 
histologic examination of infected tissues and mycobacterial 
cultures. Most patients recovered after surgical removed and 
combination drug therapy. 


Conclusion 
We also recommend surgical excision of the affected rib, as it 
ensures the removal of the diseased area, enables histopatho- 
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logical confirmation, tissues which aids in better distribution of 
the anti-tubercular drugs. 
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Ozet 

Uyanik fiberoptik nasotrakeal entiibasyon temporomandibular eklem ankilozu gibi 
beklenen zor havayolu durumlarinda uygulanir. Hasta uyumunu saglamak icin ye- 
terli diizeyde sedasyon saglanmalidir. Bu olguda, genel anestezi altinda bilateral 
temporomandibular eklem ankilozu nedeniyle deformite onarimi planlanan ve ki- 
sith agiz acikligi olan hastada, beklenen zor havayolu durumunda, uyanik fiberop- 
tik nasotrakeal entiibasyonda deksmedetomidin kullanimina dair deneyimimiz li- 


teratiir esliZinde tartisilmistir. 
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Abstract 

Awake fiberoptic nasotracheal intubation is usually performed in patients with 
an anticipated difficult airway. For patient comfort, it’s important to provide 
adequate level of sedation. In this case, we discussed our experience with the 
literature about usage of dexmedetomidine in nasotracheal awake fiberoptic in- 
tubation for the expected difficult airway in a patient with bilateral temporoman- 
dibular joint ankylosis and limited mouth opening who was planned to deformity 


repair under general anesthesia. 
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Giris 

Uyanik fiberoptik nasotrakeal entiibasyon, temporomandibular 
eklem ankilozu gibi beklenen zor havayolu durumlarinda uygu- 
lanan bir yontemdir [1]. TME ankilozunun tedavisi cerrahidir ve 
genel anestezi gerektirir. Agiz acikliginin kisitli olmasi orotrake- 
al entUbasyonu olanaksiz hale getirir. Bu hastalarda en iyi y6n- 
tem uyanik fiberoptik bronkoskopi (FOB) ile nasotrakeal enti- 
basyondur [2]. islem sirasinda hasta uyumunu ve konforunu sag- 
lamak icin yeterli diizeyde sedasyon saglanmalidir. Opioidler, 
ketamin, propofol ve deksmedetomidin gibi pek cok ajan uya- 
nik fiberoptik nasotrakeal enttibasyonda sedasyon amagli kul- 
lanilmistir [1;3-4]. 


Olgu Sunumu 

Otuz bes yasinda, 55 kg agirliginda, ASA | erkek hasta Erciyes 
Universitesi Agiz, Dis ve Cene Cerrahisi klinigine dis agrisi sika- 
yeti ile basvurdu. Hastanin yapilan muayenesinde her iki tem- 
poromandibular ekleminde ileri derecede hareket kisitliligi ol- 
dugu ve agiz acikliginin olmadigi tespit edildi. Hasta anamne- 
zinden; hastanin 1 yasindayken gecirdigi travma sonrasi olusan 
agiz acikliginda kisitlilik gelistiZi ve bu nedenle 13 yasinday- 
ken sag-sol submandibular insizyon ile her iki temporomandibu- 
lar ekleminden opere edildigi 6grenildi. Operasyon sonrasi agiz 
agikligi artan hastanin, 1 yil sonra sikayetlerinin tekrarladigi ve 
19 yasinda sag temporomandibular ekleminden yeniden ope- 
re edildigi ve her iki ameliyatinda da orotrakeal entiibasyonun 
olanaksiz olmasi nedeniyle trakeostomi acildigi bilgisine ulasil- 
di. Ancak sikayetlerinde belirgin bir dizelme olmayan, ¢igneme 
hareketi olmadigi icin sadece sivi gidalarla beslenmek zorunda 
kalan hastaya her iki TME ankilozu icin deformite onarimi ope- 
rasyonu planlandi. 

Hastanin yapilan fizik muayenesinde agiz acikligi olmadigi icin 
Mallampati skoru degerlendirilemedi. Tiromental mesafe 2 cm 
idi. Hastanin tam kan sayimi, biyokimya ve koagiilasyon para- 
metreleri normaldi. Hasta yapilacak islem konusunda bilgilendi- 
rildi ve yazili onam alindi. Hasta ameliyat giini: premedikasyon 
yapiImadan ameliyathaneye alindi ve standart monitorizasyon 
(elektrokardiyogram, noninvaziv kan basinci, (pulse oksimetre 
ve solunum hizi) uygulandi ve 3 L/dk’dan nasal oksijen verilmeye 
baslandi. Deksmedetomidinin intaraven6éz 1 mcg/kg dozunda 10 
dakika yikleme infizyonunu takiben, 0.7 mcg/kg/h dozunda ida- 
me infiizyonuna gecildi. ila¢ infiizyonu sirasinda her iki nasal ka- 
viteye %0.1 xylometazoline hydrochloride ptskirtiilmek suretiy- 
le uygulandi. Orofarinkse 10 % lidocaine sprey ile topikal anes- 
tezi uygulandi. Hastanin sedasyon diizeyi Ramsey Sedasyon 
Skalasi (RSS) ile degerlendirildi. Yeterli sedasyon saglandigin- 
da (RSS=4) krikoid kikirdak altindan 22 gauge anjioket ile tra- 
keaya girilerek, kaniiltin trakeada oldugundan emin olunduktan 
sonra, 3 cc %2’lik lidokain vokal kordlarin altindan plskirtildi 
ve es zamanli olarak hastanin 6ksurmesi saglandi. Hastanin sag 
burun deligine %2’lik lidokain piiskurtilerek lokal anestezi sag- 
landi ve FOB'la girilerek nasal kavite, nasofarinks ve orofarinks 
degerlendirildi. Vokal kordlar rahatlikla gozlendi ve gorerek iler- 
leme teknigi ile supraglottik bolgeye 2 cc %2’lik lidokain piiskiir- 
tiildi. Hastanin muayeneye olan uyumu iyiydi. Herhangi bir 6k- 
suruk, bulanti, 6gUrme gibi sikayeti olmadi. Vokal kordlar iyice 
gozlendikten sonra 7.0 tip bronkoskobun uzerinden kaydirilarak 
kordlarin arasindan gecirildi. Entiibasyon sonrasi 2 mg/kg pro- 


pofol ve 0.6 mg/kg rokuronyum intravenéz uygulandi. Oskiltas- 
yonla akcigerlerin esit havalandigi tespit edilip, end-tidal CO2 
ile de tupiin yeri dogrulanarak; anestezi idamesi %2 sevofluran 
ve %50 O2 ve %50 hava ile saglandi. Operasyon 8.5 saat siirdu. 
intiyac halinde aralikli dozlarla toplam 120 mg rokuronyum kul- 
lanildi. Noromisktler blok sugammadeks ile geri cevrildi. Has- 
ta diizenli soluyup havayolu refleksleri geri déniince ve basini 5 
saniye boyunca tutabildigi gozlenince ekstiibe edildi. Hastaya 
maske ile oksijen verildi. Solunum parametreleri pulse oksimet- 
re ve solunum sayisi ile takip edildi. Oksijen saturasyonu oda 
havasinda %98 duzeylerinde seyredince, hasta ayilma Unitesi- 
ne alindi. Ekstibasyon sonrasi solunum sikintis! olmayan hasta 
yakin takip ve gézlem icin 1 gece yogun bakim Unitesinde takip 
edildi. Postoperatif 4. saatte 6ncelikle sivi gidalarla beslenme- 
ye baslayan hastada solunumsal veya hemodinamik agidan her- 
hangi bir komplikasyon goézlenmedi. Servise alinan hasta 3 giin 
sonra komplikasyonsuz taburcu edildi. 


Tartisma 

Temporomandibular eklem ankilozu olan hastalarda agiz acik- 
gi kisithiigi oldugu igin zor havayolu 6ngérilen bir durumdur. 
Cesitli gerekcelerle genel anestezi verilmek durumunda kalinan 
bu hastalarda, zor entlbasyon bakimindan hazirlikli olunmalidir. 
Entubasyon giicligii veya imkansizlig! nedeniyle, bu hastalarda 
siklikla genel anestezi 6ncesi trakeostomi agilmaktadir. Uyanik 
fiberoptik nasotrakeal entiibasyon, trakeostomi islemine gerek 
kalmadan bu hastalarin entiibe edilmesini saglayan, hasta kon- 
forunu artiran noninvaziv bir yontemdir. Bu olguda; TME ankilo- 
zu nedeniyle daha 6nce iki kez opere edilmis ve her iki ameliya- 
tinda da trakeotomi acilmak zorunda kalinmis hastanin, Ugiincti 
ameliyatinda deksmedetomidin sedasyonu altinda uyanik FOB 
ile nasotrakeal entibasyon deneyimi paylasildi. 

Uyanik fiberoptik nasotrakeal entiibasyon 6ngorilen zor hava 
yolu durumlarinda iyi bir segenektir. Ancak hasta anksiyetesi 
azaltilmazsa islem esnasinda oksiruk, 6giirme, sekresyon artis, 
laringospazm gibi yan etkiler ve bu yan etkilere bagli olarak is- 
lemde basarisizlik g6zlenebilir. Hastanin isleme uyumunu sagla- 
mak ve konforunu artirmak icin ¢esitli anestezik yontemler kul- 
lanilmistir [3-5]. Deksmedetomidin diger sedatif ajanlarla gore 
daha az solunum depresyonuna neden olur. Anksiyoliz, sedas- 
yon ve analjezi sagladigi icin invaziv islemlerde sedasyon ama- 
ciyla kullanilmistir [6]. Solunum uzerindeki yan etkilerinin az ol- 
masi, deksmedetomidinin uyanik fiberoptik entibasyon icin ter- 
cih edilen bir ajan olmasini saglamistir [5]. Bu olguda; bilateral 
cene ankilozu olmasi, agiz agikliginin ileri derecede sinirli olma- 
si, daha 6nceki ameliyatlarina ait trakeotomi skari varliginin, 
trakeostomi islemini zorlastiracagini diisinerek uyanik nasot- 
rakeal fiberoptik entiibasyon planlandi. Hastanin havayolu ref- 
lekslerini ve solunumunu korumak ve islem konforunu saglamak 
amaciyla deksmedetomidin infiizyonu uygulandi. Ayrica krikoti- 
roid membrandan bir katater vasitasiyla girilerek vokal kordla- 
rin altindan lokal anestezik pUskirtildi. Hastanin 6ksurmesi tel- 
kin edilerek lokal anestezigin vokal kordlara ve yukari dogru sa- 
cilmasi saglandi. Olas! bir islem basarisizlig! durumunda krikoti- 
roid alandan havalandirabilmek icin kataterin metal mandrenini 
geri cekip katateri islem boyunca yerinde birakildi. Lokal anes- 
tezi saglanmasi icin yeterli sire beklenip hedeflenen sedasyon 
duzeyine ulasinca isleme baslandi. Sahin ve ark [7] TME anki- 
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lozu olan mental retarde hastada uyanik FOB ile nasotrakeal 
entlibasyonda midazolam ve ketamin kombinasyonu ile sedas- 
yon saglamislar ve spontan solunumun korunmasini 6nermisler- 
dir. Abdelmanak ve ark. [5], zor havayolu olgularinda uyanik en- 
tubasyonda deksmedetomidin ile saglanan sedasyonun olduk¢a 
basaril! oldugunu saptamislardir. Rong Hu ve ark. [1], remifenta- 
nille karsilastirildiginda deksmedetomidinin daha iyi endoskopi 
skorlari, daha iyi hasta memnuniyeti ve stabil hemodinami sag- 
ladigini géstermislerdir. Bu olgumuzda, uyanik fiberoptik nasot- 
rakeal entiibasyonda deksmedetomidin infiizyonunun solunum 
depresyonu yapmadan ve hemodinamiyi bozmadan hasta kon- 
forunu ve memnuniyetini artirdigini tecrtibe ettik. 
Sugammadeks, spesifik olarak steroid yapili nondepolarizan kas 
gevsetici ajanlar! baglayarak néromUskiler blogu ortadan kaldi- 
rir. Rokuronyum, vekuronyum ve pankuronyum gibi aminostero- 
id yapili ajanlari baglama potansiyeline sahip olan ajan, en giic- 
lu etkisini rokuronyum Uuzerinde gosterir. Bu ozelliginden dolay, 
postoperatif rezidiiel noromuskular blok riskini elimine eder [8]. 
Bu olguda, beklenen zor havayolu olmasi nedeniyle postopera- 
tif ddnemde rezidtiel blok ve buna bagli reenttibasyon ihtimali- 
ni g6z 6niine alarak sugammadeks kullanilmasi tercih edildi. Su- 
gammadeks sonras! noromisktler blogu geri dénen ve kisa sii- 
rede dizenli solumaya baslayan hasta, tidal voliimu yeterli ol- 
dugunda ekstiibe edildi. Ekstiibasyon 6ncesi ve sonrasi herhan- 
gi bir yan etki saptanmadi. 

Sonug olarak; TME ankilozu gibi agiz agikliginin kisitli oldugu 
ve orotrakeal entiibasyonun gii¢ veya imkansiz oldugu hasta- 
larda, uyanik FOB ile yapilan nasotrakeal entiibasyon iyi bir se- 
cenektir. Bu hastalarin isleme uyumu, solunum depresyonu yap- 
madan, sedasyon, analjezi ve anksiyoliz saglayan bir ajan olan 
deksmedetomidin ile konforlu bir sekilde saglanabilir. Ayrica zor 
havayolu olan olgularda néromuskiler blogu geri ¢evirmek i¢in 
sugammadeks kullanilmasinin, postoperatif dénemde giiven- 
li havayolu saglanmasina katkida bulunacagini diistinmekteyiz. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu cgalismada cikar gakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Bu olguda, kalsifik aort kapak stenozu nedeniyle spontan gelisen santral retinal 
arter tikanikligi (SRAT) gortilen 48 yasinda bir erkek hasta rapor edildi. Hastanin 
baska sistemik hastalig1 yoktu. SRAT genellikle ileri yasta ve sistemik risk faktor- 
leri bulunan kimselerde goriiliir. SRAT; ani, agrisiz, ciddi g6rme kaybiyla sonucla- 
nir. Elli yas altinda SRAT cok nadir gértilmesine ragmen 6zellikle aort kalp kapak 
bozuklugu ve kalsifik aort stenozu bulunan geng yastaki kalp hastalarinda SRAT 


gelisebilmektedir. 
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Abstract 

In this case, it was reported that a 48 year old male patient with spontaneous cen- 
tral retinal artery occlusion (CRAO) due to calcific aortic valve stenosis. He had no 
other systemic disease. CRAO usually occurs in elder patients with systemic risk 
factors. CRAO results in sudden, painless and severe vision loss. Altough, CRAO is 
seen rarely under 50 year old, it may appear in younger patient with aortic valve 


disease and calcific aortic valve stenosis caused cardiac disease. 
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Giris 

Santral retinal arter tikanikligi ilk kez 1859 da Von Greafe ta- 
rafindan oftalmoskopla izlenerek cizilmis ve yayinlanmistir{1]. 
SRAT’nin yaklasik 100.000 de 1,3 oraninda gériildigii tahmin 
edilmektedir[2]. Kalsifik retinal embolizm, gorme kaybinin na- 
dir bir sebebidir ve genellikle kalsifik kalp kapaklarindan 6zel- 
likle de kalsifik aort stenozisinden embolizasyonla meydana ge- 
lir. Kalsifik retinal embolizasyonla ilgili literatiirdeki veriler baz 
izole olgu sunumlar! ve kucuk serilerle sinirlidir. Biz burada aort 
stenozuna bagli SRAT gelisen 48 yasinda bir erkek hastayi ra- 
por ediyoruz. 


Olgu Sunumu 

Kirk sekiz yasinda erkek hasta; kardiyoloji boliimiine nefes dar- 
lig1, egzersiz intoleransi ve bulanik gorme sikayetiyle muracaat 
etti. Oyktisiinden hastanin yaklasik bes yildir devam eden nefes 
darligi oldugu, bir is yaparken cabuk yoruldugu ve iki giindur bu- 
lanik gordiigti 6grenildi. Hastanin 6zgeg¢misinde hipertansiyon, 
diabet, hiperlipidemi veya obesite olmadigi saptandi. Hasta si- 
gara i¢miyordu. Hastanin soygecmisinde, ailesinde erken yasta 
kalp hastalig1 ve anne ile babasinda hipertansiyon 6ykiisti var- 
di. Fizik muayenede: nabiz 72 atim/dakika, dizenli, kan basin- 
c! 100/70mmHg idi. Elektrokardiyografide normal sintis ritmi 
vardi. Laboratuvar incelemelerinde: biyokimya normal sinirlar- 
da, hemogram normal sinirlarda, aktive parsiyel tromboplastin 
zaman (APTT) 30.1, protrombin zaman (PT) 14.3, internasyo- 
nel normalized ratio (INR) 1.11 ve protrombin aktivitesi 85 bu- 
lundu. Dopler ekokardiyografide (EKO): sol ventrikul capi ve sis- 
tolik fonksiyonlari normal, ejeksiyon fraksiyonu % 65, sol ventri- 
kil konsantrik hipertrofisi, ciddi aort darlig! ve aort kapaklarin- 
da kalsifikasyon rapor edildi. 

Ayni giin yapilan g6z muayenesinde her iki g6éziin diizeltilmis en 
iyi gorme keskinligi snellen eseli ile 10/10, géz ici basinci sag- 
da 19 mmHg, solda 21 mmHg bulundu. Sag pupillada direkt isik 
refleksi zayif, indirekt isik refleksi normaldi. Yapilan gorme alan 
muayenesinde sagda konsantrik daralma tespit edildi, sol nor- 
mal bulundu. Fundus incelemesinde sag gozde retinada iske- 
mik 6dem nedeniyle tipik soluk beyaz goruintim vardi. Bu gorti- 
num silioretinal arterin besledigi normal gériinumdeki makiila 
ile arkad kenarindan keskin olarak ayriliyordu. Silioretinal arter 
korundugu i¢gin makulada Japon bayragi goruinimti yoktu. Reti- 
nal kan akiminda segmentasyon mevcuttu (Resim 1). Hastaya 
yapilan fundus floresein anjiografide (FFA); sa& gézde damar- 
sal dolum defektleri, retinal arter dolum siiresinde ve arteriyo- 
venoz gecis siiresinde uzama, kan akiminda segmantasyon ve 
SRAT tespit edildi fakat silioretinal arter korunmustu (Resim 2). 
Sol g6z FFA bulgulari normal olarak degerlendirildi. G6z hasta- 
liklari kliniginde hastaya antiglokomat6z tedavi [ timolol male- 
at % 0.50, 2X1 ve oral karbonik anhidraz inhibitorii (asetozola- 
mide 250 mg, 4X1) ] baslandi. Hastaya okiler masaj uygulandi 
ve servisde takibe alindi. 

Ertesi giin yapilan koroner anjiografi tetkikinde, sag koroner 
arterin dominant besleyici arter oldugu ve koroner anjiografi- 
nin normal bulundugu bildirildi. Kalp damar cerrahisi tarafindan 
hastaya aort kapak replasmani planlandi. Hastanin takiplerin- 
de birinci aydaki kontroliinde gorme keskinliginin korundugu fa- 
kat gorme alanindaki konsantrik daralmada bir diizelme olmadi- 
81 goriildi. Bu olgu sunumu Helsinki Deklerasyonu Prensipleri’ne 


Resim 1. Renkli fundus fotografi. Silioretinal arterin besledigi santral alan normal 
goriiniimde. Retinada iskemik 6dem nedeniyle tipik soluk beyaz gortintim mevcut. 


Resim 2. FFA bulgulari: Damarsal dolum defektleri, retinal arter dolum stiresinde 
ve arteryoven6z gecis stiresinde uzama, segmentasyon ve SRAT izleniyor. Siliore- 
tinal arterin korundugu gé6riiliiyor 


uygun olarak ve hastanin “bilgilendirilmis olur’u alinarak hazir- 
lanmistir. 


Tartisma 

SRAT ani ve ciddi gorme kaybiyla sonuglanan oftalmik acil bir 
durumdur. SRAT hastalarinin cogu yasli ve aterosklerotik hasta- 
ligin yaygin risk faktorlerini igeren kisilerdir [3]. SRAT in en sik 
nedeni embolilerdir. Retinal arter embolileri genellikle Ug tiptir: 
kalsifik, kollesterol ve trombosit-fibrin kaynakli olanlar[4]. Bizim 
olgumuz 48 yasindaydi ve aterosklerotik bir hastaligi, hipertan- 
siyonu, diabeti ya da hiperlipidemisi yoktu. Hastanin hemogra- 
mi, biyokimya incelemeleri, APTT, protrombin zaman, INR ve 
protrombin aktivitesi normaldi ancak hastada aort kapak has- 
talig1 bulunuyordu. 

Aort stenozunda retinal arter embolizasyonu nadir gortilen fa- 
kat ciddi bir komplikasyondur[5]. Aort stenozu bulunan hasta- 
larda, kalsifik embolizm kardiak cerrahi veya kalp kateterizas- 
yonu sonrasi gorilebilir fakat aort stenozunda spontan kalsifik 
embolizm nadirdir. Inoue ve ark. [6] aort kapak stenozu bulunan 
adélesan ¢agdaki bir hastada transkateteryal balon aortik val- 
viloplastiyi takiben gelisen santral retinal arter tikanikligi vaka- 
si bildirmistir. Rodriquez ve ark. [7] ise kalsifiye aort kapak ste- 
nozu olan bir hastada retinal arterde spontan gelisen kalsifik 
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embolizasyon olgusunu rapor etmistir. Yine literaturde Mannino 
ve ark. [5] kalsifik aort kapak hastaliklarina ikincil, gen¢ hasta- 
larda akut gelisen retinal arter tikanikligi olgular! tanimlamislar 
ve bu nedenle erken cerrahi mudahale tartismalarinin cok ras- 
yonel oldugunu savunmuslardir. Bizim olgumuz da literatiirde az 
sayidaki bu olgularla benzerlik géstermektedir. Ozellikle bu has- 
tanin geng yasta olmasi ve santral retinal arter tikanikligi gelisi- 
mi icin ek risk faktérleri tasimamasina ragmen spontan retinal 
arter tikanikligi gelismesi dikkat ¢ekmektedir. 

Sunulan bu olguda silioretinal arter korunmustu. Muci-Mendoza 
ve ark. [8] kalsifik kalp kapak hastalig1 bulunan bir hastada sili- 
oretinal kollateral gelisimini belgelemistir. Bu olay retinal arter 
oklizyonu sonras! olusmustur ve yazarlar retinal arter okllizyo- 
nunun kalsifik kalp kapaklarindan kalsifik embolizm yoluyla olus- 
tuguna inanmaktadirlar. Biz olgumuzdaki silioretinal arterin top- 
lumda g6riilen normal varyasyona bagli oldugunu diisiintiyoruz. 
Kalsifik aort stenozu bulunan kisilerde baska bir sistemik risk 
fakt6rii olmasa bile spontan santral retinal arter tikanikligi ge- 
lisebilir. Bu olguda silioretinal arter varyasyonu sayesinde sant- 
ral gorme korunmustu fakat SRAT genellikle ciddi gorme kay- 
biyla sonuglanir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Leiomiyom siklikla uterine miyometriyum, gastrointestinal sistem, deri ve alt eks- 
tremitelerde goriilen, benign diiz kas tiimértidiir. Leiomiyom nadiren agiz boslu- 
gunu etkiler. Anjiyoleiomiyom (vaskiler leiomiyom) leiomyomun histolojik bir tipi- 
dir ve genellikle histopatolojik inceleme ile tespit edilir. Bu olgu sunumunda 35 ya- 
sindaki erkek hastada alt dudakta gértilen anjiyoleiomiyom bildirildi. Cerrahi ek- 
sizyon sonrasi, hematoksilen-eozin ve dtiz kas aktin boyama ile anjiyoleiomiyom 


tanis! dogrulandi. 
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Abstract 

Leiomyoma is a benign smooth muscle tumor that occurs most frequently in the 
uterine myometrium, gastrointestinal tract, skin and lower extremities. Leio- 
myoma rarely affects the oral cavity. Angioleiomyoma (vascular leiomyoma) is a 
histological subtype of the leiomyoma. The diagnosis is commonly determined by 
histopathological studies. This case report shows a 35-year-old male patient with 
a lesion of the lower lip. After surgical excision, hematoxylin-eosin and smooth 


muscle actin staining confirmed the diagnosis of angioleiomyoma. 
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Introduction 

Leiomyoma is a benign smooth muscle tumor that can appear 
any location, being the most frequent site the female genital 
tract (95%), followed by skin (3%) and gastrointestinal tract 
(1.5%). Approximately 1% of leiomyoma occur in head and neck 
structure [1]. Only 0.065% of the leiomyomas had an intraoral 
location, caused by the lack of smooth muscle at this site [2]. 
When detected they are typically found on lips (lower/upper), 
tongue, palate (soft/hard), buccal mucosa and are rarely gin- 
giva, buccal or labial sulcus, floor of mouth and mandible [3]. 
Most of the angioleiomyomas are well-defined, typically pain- 
less and slow growing lesions, with less than 2 cm in diameter 
and a color which can vary between white to blue [2,3]. In terms 
of clinical presentation, it is very difficult to differentiate a leio- 
myoma from other mesenchymal tumors: the diagnosis is main- 
ly made by histopathological examination [3]. Surgical excision 
is the main treatment of leiomyoma and recurrences are rare. 


Case Report 

A 35-year-old man was referred to our faculty clinic of Dentist- 
ry Department of Oral and Maxillofacial Surgery because of a 
lesion in his right lower lip, which had been there for about five 
months. During clinical examination, we noticed an exophytic, 
nodular, red, well outlined lesion measuring about 2.5 cm x 3 
cm in diameter, located on right lower lip (Figure 1). The pa- 
tient had no other dentoalveolar symptoms and no sign of local 
infection. He was not taking any drugs, but he was smoker and 
drinker. His medical and family history was not remarkable. 


Figure 1. Clinical appearance of the lesion showing exophytic, nodular, red-col- 
ored, and well-outlined characteristics; located on the right lower lip. 


The lesion was surgically excised under general anesthesia with 
scalpel. An elliptic incision was made to fully enucleate the le- 
sion along with the overlying mucosa (Figures 2a and 2b). 

Antibiotic therapy was given to the patient: amoxicillin 1 g. 
per IV 30 min before the surgery and 500 mg / 8 h per oral 
during following 6 days. An analgesic (naproxen sodium 275 
mg) and antibacterial chlorhexidine gluconate rinse (0.12%) 
was prescribed for following 1 week. The specimen was fixed 
in 10% formalin solution. Histological examination that made 
with hematoxylin-eosin (Figure 3a) and smooth muscle actin 
staining (Figure 3b) revealed the diagnosis of angioleiomyoma. 
Necrosis, atypical mitosis and pleomorphism weren't observed 


Figure 2. An elliptic incision was made to fully enucleate the lesion along with the 
overlying mucosa(A). Clinical appearance of the excised lesion measuring about 
2.5 x 3 cm in diameter(B). 


Figure 3. The tumor is formed by interlacing bundles of smooth muscle cells (HE 
x 200)(A). The tumor cells are immunreactive for smooth muscle actin (SMA x 
100)(B). 


in the histological examination. 

The postoperative course of the patient was uneventful with 7 
days of follow-up. The issue was completely healed and there 
was no sign of scar. There was no recurrence at 6 months of 
follow-up. 


Discussion 

Oral leiomyomas may appear at any age, but the greatest prev- 
alence is in the 40-59 years age groups with gender preference 
for female [4]. In this report the patient was a 35-year-old male. 
Oral cavity leiomyomas are uncommon lesions, representing 
0.016% to 0.065% of all leiomyomas [3,4]. Leiomyomas are 
identified by their smooth muscle cell lineage and are histomor- 
phologically classified as either solid, angioleiomyoma or epi- 
theloid types. According to World Health Organization classifi- 
cation of tumors of soft tissue (2002), the most frequent type is 
angioleimyoma with a 74%, followed by solid leiomyomas with 
a 25% and there is only one case of an epitheloid leiomyoma 
described in the literature [5]. 

Leiomyomas are rare in the oral cavity because of lack of 
smooth muscle. They are typically found on lips, tongue, pal- 
ate and buccal mucosa. Brooks et al [3] showed that the most 
frequently reported site was the lip (48.6%), followed by the 
palate (21.1%), buccal mucosa and tongue (each 9.2%), man- 
dible (8.3%) and buccal sulcus, labial sulcus, floor of mouth, 
and gingiva (each 0.9%). Although most mucosal lesions varied 
in size from a few millimeters to 2 cm, our patient’s lesion is 
greater than 2 cm. Although angioleiomyomas are vascular le- 
sions, only 55.9% of cases appeared red, blue or purple, the re- 
mainders were gray, white, or color of normal mucosa [3]. Oral 
angioleiomyomas are generally well-defined, nodular, painless, 
slowly enlarging lesions. However, some central lesions can be 
painful [6]. 

The clinical differential diagnosis relevant to angioleiomyoma 
usually includes other benign mesenchymal tumors (fibroma, 
neurofibroma, lipoma or leiomyosarcoma), salivary gland neo- 
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plasms (mucocele, pleomorphic adenoma), vascular tumors (eg 
lymphangioma, hemangioma, pyogenic granuloma) and soft 
tissue cysts (dermoid cysts). When the tumor located in hard 
palate, adjacent to teeth can be confused with a periodontal 
lesion [3]. 

The treatment of choice for oral angioleiomyomas is surgical 
excision. In spite of vascular component, profuse bleeding dur- 
ing removal is rarely seen [3,7]. Despite rare, recurrence has 
been reported. Thus, it is important to obtain a complete re- 
section in order to avoid recurrences. About 5% of leiomyomas 
show local recurrence. This has been attributed to incomplete 
excision or deeply situated lesions. Until now no case of malig- 
nant transformation has been reported in literature [7]. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar ¢akismasi ve finansman destek alindigi bey- 
an edilmemistir. 
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Ozet 

Derinin skuamoz hiicreli karsinomu [SHK] keratinize epitelyum hiicrelerinin malin 
timoriidur. Melanomdan sonra ikinci siklikta dliime yol agan deri kanseridir. SHK 
igin tanimlanmis risk faktorleri yas, erkek cinsiyet, giines 1si81na maruz kalma, pre- 
kanser6z lezyon varligi ve immunsupresyondur. Diger etiyolojik faktérlerden biri- 
de bazi toplumlarda ayri bir antite olarak bildirilmis kronik isi maruziyetidir. Tan- 
dir Dogu ve Giineydogu Anadolu da ekmek pisirmek amaciyla kullanilan derin gu- 
kur yapisinda bir firindir. Uzun siireli tandir kullanan bayanlarda eller ve yiiz yakla- 
sik 450°C ’ye varan sicakliga maruz kalir. Bu yazida her iki el bileginde SHK geli- 
sen 71 yasinda bayan hasta sunuyoruz. Hasta yaklasik 40 yil tandir sicagina ma- 
ruz kalmisti. Hastamizda tekrarlayan ve uzun siiren isi maruziyetinin malin donti- 
sume katkida bulundugunu diisiindtik. Tandir sicagina bagli gelismis simetrik SHK 
olgusunu ilk kez tanimliyoruz. 
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Abstract 

Skin squamous cell carsinoma (sSCC) is a malignant tumor of keratinizing epi- 
dermal cells. It is the second leading cause of death after melanoma. The risk 
factors for SCC include older age, male sex, sun exposure, precancerous lesion 
and immunosuppression. Other etiological factors responsible in the development 
of cutaneous SCC in some societies include chronic exposure to thermal radiation. 
Tandoor is used specifically in the eastern and southeastern regions of Turkey 
for made bread. Hands and face are subjected to a temperature of approximate 
450°C for a lengthy period while using the tandoor. In this paper we presented a 
71 years old female patient with squamous cell carcinoma in her both wrists. She 
was exposed to tandoor heat for approximately 40 years. We think the continuous 
and repetitive high-temperature might have significantly contributed to develop- 
ment of the neoplasia in our patient. Tandoor heat related bilateral SCC in our 
present case report appears to be first reported in literature. 
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Giris 

Skuamé6z hiicreli karsinom (SHK), bazal hiicreli karsinomdan 
sonra en sik gériilen nonmelanotik deri kanseridir [1]. Kronik ult- 
raviyoleye (UV) maruz kalma cilt kanserlerinin en sik nedenidir 
[2]. Sicaga uzun sire maruz kalma sonrasi SHK gelismis baz 
olgular bildirilmistir [3,4]. SHK normal deriden gelisebilmekle 
birlikte siklikla 6ncii lezyonlar zemininde gelisir [2,5]. SHK’ nin 
siklikla g6rildUgu lokalizasyonlar bas, boyun, kollar gibi giine- 
se fazla maruz kalan alanlardir [1,6,7]. Multiple primer kutan6z 
SHK oldukga nadir bir durumdur. SHK’ nin cok odakli gelisimi, 
primerinin yayilmasi veya diger malin durumlardan gelisen yay- 
gin deri metastazi nedeniyle olusabilir [1]. Her iki el bilegine si- 
metrik olarak yerlesen ve tandir sicagina bagli gelistigi diistinti- 
len SHK olgusunu daha once literatirde bildirilmedigi icin sun- 
may! uygun bulduk. 


Olgu Sunumu 

Poliklinigimize 71 yasinda bayan hasta el bileklerinde iki yildir 
iyilesmeyen yara nedeniyle basvurdu. Hastanin el bileklerinde- 
ki yaralar kick kabuklu yaralar seklinde baslamis ve son 2-3 
ay icerisinde hizla buyimius. Ayrica bir yil 6ncesinde burun Uize- 
rinde baslayip, halen iyilesmeyen kick bir yaras! olmus. Bu 
sikayetleri icin daha 6nce adini bilmedigi kremler kullanmis an- 
cak fayda gormemis. Oncesinde herhangi bir travma, yanik veya 
nedbe 6ykUsii yokmus. Hasta kéyde yasiyormus ve yaklasik 40 
yil boyunca haftada 2-3 kez tandirda ekmek pisirmis. Yapilan 
dermatolojik muayenede her iki el bilegi dis yizuinde yaklasik 
5x4 cm ebatli kenarlari eritemli, kabarik ve tilsere plaklar ile bu- 
run sag kanadi dizerinde yaklasik 1x0,5 cm ebatli ortasinda si- 
yah renkli kurut bulunan atrofik plak mevcuttu (Resim1). Sedi- 


Resim 1. Her iki el bilegi dis yiiztinde yaklasik 5x4 cm ebatli kenarlari eritemli, ka- 
barik ve tilsere plaklar. 


mentasyon hizi 45 mm/h, CRP 21 mg/L olarak degerlendirildi. 
Diger rutin laboratuvar testleri dogaldi. Yapilan histopatolojik 


incelemede kronik inflamasyon bulgulari gosteren stroma icin- 
de degisik biyiiklikte diizensiz infiltratif adaciklar olusturan, yer 
yer keratin incileri yapan diskeratotik ve pleomorfik atipik kera- 
tinositler g6zlendi (Resim2). Biyopsi sonucu iyi diferansiye sku- 
am@éz hiicreli karsinom olarak degerlendirildi. Hastanin lezyon- 
lari kriyoterapi ve diger medikal tedaviler igin uygun olmadigin- 
dan dolay! cerrahi tedavi onerildi ve plastik cerrahiye yonlendi- 
rildi. Fakat hastanin cerrahi tedaviyi kabul etmedigi ve radyote- 
rapi planlandigi 6grenildi. 


Resim 2. Kronik inflamasyon bulgulari gésteren stroma icinde degisik biiyukliikte 
duzensiz infiltratif adaciklar olusturan, yer yer keratin incileri yapan diskeratotik 
ve pleomorfik atipik keratinositler (H&E x100) 


Tartisma 

Kutan6z skuamoz hicreli karsinomlar tim cilt kanserlerinin yak- 
lasik %20 sini olusturmaktadir. Primer kutanéz SHK’lar genel- 
likle viicudun giinese maruz kalan bdlgelerinden gelisir, basta 
UV-B olmak Uzere kronik UV’ ye maruz kalma cilt kanserlerinin 
primer nedenidir [2]. SHK normal deriden de gelisebilir. Ancak 
siklikla kronik iyilesmeyen yaralar, yanik skarlari, diskoid lupus 
eritematozus, eroziv liken planus, porokeratozis, aktinik keratoz, 
Bowen hastaligi, lupus vulgaris, radyasyon dermatiti gibi oncti 
lezyonlar zemininde gelistigi bilinmektedir [2,5]. Bizim vakami- 
zin hikayesinde 6ncti lezyon yoktu. Fakat hastanin yaklasik 40 
yil tandir sicagina maruz kalma 6ykiisii vardi. Literatuirde sicak- 
la iliskilendirilmis Gok sayida vaka olmakla birlikte simetrik tu- 
tulum olan vakaya rastlanmadi [3,4]. Hastanin el bileklerinde si- 
metrik SHK olmasi tandir sicaginin kuvvetli etiyolojik sebep ol- 
dugunu distindiirdi. 

ileri yas, erkek cinsiyet, UV radyasyon, immiinosiipresyon, hu- 
man papilloma virus enfeksiyonu, prekanser6z lezyonlar, skar- 
lar, oral psoralen, arsenik gibi kimyasallara maruz kalma risk 
faktorleridir. Hindistan, Cin, Kasmir gibi baz: bélgelerde isinmak 
amaciyla kullanilan bazi aletlere bagli gelisen SHK olgulari bildi- 
rilmistir. Aletin adi verilerek 6zel adlandirmalar yapilmistir. Or- 
negin Kasmir bolgesinde kangri kanser seklinde spesifik SHK 
isimlendirmeleri yapilmistir [4]. Albinizm, epidermodisplaiza ver- 
rusiformis, kseroderma pigmentosum gibi genetik bozukluklar 
SHK ye zemin hazirlar [1]. Kseroderma pigmentosum hastalar! 
genel poptlasyona gore 1000 kat daha fazla deri kanseri gelis- 
tirme riskine sahiptir ve kanserlerin baslama yasi 50 yas azal- 
mistir Bas, boyun ve kol gibi giinese maruz kalan alanlarda SHK 
daha sik gorilir [1,6,7]. Vakamizda gozlemledigimiz risk faktor- 
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leri ileri yas, UV ve tandir sicagina maruz kalma seklindeydi. Lez- 
yonun ozellikle el bileklerinde simetrik olmasi kronik isiya maruz 
kalmanin en 6nemli faktor oldugunu gésterir. 

En yaygin histopatolojik patern, yaklasik %46 oraninda olan iyi 
diferansiye formdur [8]. Pleomorfizm ve mitozisli nikleus igeren 
parlak eozinofilik keratinositler bulunur. Keratin incileri ve apo- 
pitotik hiicreler siklikla belirgindir. invazyon dermis icginde de- 
gisen seviyelerde serbest uzanan ayrilmis tumor adalari olarak 
gorulur. Koti diferansiye tiimérlerde perinoral infiltrasyon ve 
sklerotik stromal degisiklikler belirgindir [5]. Olgumuzun histo- 
patolojik incelemesi iyi diferansiye SHK olarak degerlendirildi. 
Kutan6z SHK, %3-8 oraninda lokal niiks ve %4-5 oraninda me- 
tastaz yapabilir [6]. Lokal metastaz baslangicta yiizeysel, son- 
ra derin lenf bezlerine lenfatikler yoluyla olur [1]. Uzak metastaz 
hematojen yayilma ile cogunlukla akciger, karaciger, beyin, deri 
ve kemige olur [1,9]. Tumoriin distik veya yiiksek riskli oldugunu 
daha iyi tanimlamak icin klinik Gap ve patoloji raporundaki ka- 
linligi bildirmek 6nemlidir. Tumér gap ve kalinligi lokal nuks i¢in 
onemli bir prognostik fakt6rdiir. Derin yapilara invazyon, kulak- 
ta yerlesmis olmasi, kotu diferansiyasyon, tumor cap ve kalinligi 
ise metastaz icin 6nemli prognostik faktorlerdir [6]. Ayrica skar 
zemininde gelisen SHK, normal deride gelisene gore daha koti 
prognozludur [8,9]. 

Kutan6z SHK tedavisinde cerrahi sirasinda frozen disinda Mohs 
mikrografik cerrahi de yapilabilir. Bu yontem goriinen tim tt- 
morun dilimler halinde cikarilmasi ve bu sayede lezyonun ger- 
cek boyutlar! ve U¢ boyutlu seklinin belirlenmesi prensibine da- 
yanir. Eksize edilen dokunun alt sinirindan horizontal frozen ke- 
sit ornekleri mikroskobik olarak incelenir ve tumor temizlenmesi 
mikroskobik olarak dogrulanana kadar cerrahi mudahale devam 
eder [10]. Radyoterapi ve kemoterapi adjuvan olarak veya yay- 
gin olgularda palyatif amacli kullanilabilir [9]. SHK’nin niiks lez- 
yonlarinda sik¢a metastaz olmasi nedeniyle, bu hastalarda lenf 
nodlari ¢ok iyi degerlendirilmelidir. Klinik olarak var olan lenf 
nodlari icin bolgesel lenf nodu kiretaji kesinlikle Onerilir [11]. 
Son zamanlarda, intralezyonel veya intraven6éz kemoterapi ile 
elektrik akimindan olusan elektrokemoterapi, metastatik deri 
nodiullerinde yeni bir tedavi y6ntemi olarak 6nerilmektedir [10]. 
Bu yazida tandir sicagina bagli gelismis simetrik yerlesimli SHK 
olgusunu anlattik. Tandira bagli gelismis SHK literatiirde hig g6- 
rulmedigi icgin olguyu sunmay! uygun bulduk. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

inguinal herni onarimi en sik yapilan cerrahi yontemlerden biridir. Herni onarimi 
sirasinda herni kesesi icerisinde siklikla bulunan organ ince barsak anslaridir. Na- 
dir olarak lipom, overler, appendix bulunabilir. Biz mesane dolum ve bosaltim bo- 
zuklugu semptomlarina sebep olan mesanenin inguinal kanala herniasyonu olgu- 


sunu sunduk. 
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Abstract 

Inguinal hernia repair is one of the most commonly performed surgical proce- 
dures. Intestinal loops are often found in hernia suc during hernia repair. In rare 
cases, lipoma, ovaries, appendix can be found. We presented that inguinal hernia- 


tion of the bladder cause filling and emptying disorders symptoms. 
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Giris 

Mesanenin inguinal kanala fitiklasmasi nadir gorulen bir ano- 
malidir. Tim inguinal hernilerin % 5’inden azini teskil eder. Na- 
diren femoral kanala, abdominal duvara, perineye, obturator 
kanala da fitiklasma gorilebilir [1]. Yasli hastalarda iseme dis- 
fonksiyonu seklinde basvurular olabilir. 

Biz mesane dolum ve bosaltim bozuklugu semptomlarina sebep 
olan mesanenin inguinal kanala herniasyonu olgusunu sunduk. 
OLGU SUNUMU: 74 yasinda erkek, sik idrara cikma, az ve tazyi- 
ki distik idrar yapma, kesik kesik iseme, tam bosaltamama his- 
si ile basvurdu. Yaklasik 3 aydir tamsulosin kullanan hasta ila¢- 
tan hig fayda gormedigini ifade etti. Fizik muayenede ekstra- 
genital organlar normal olarak degerlendirildi. Transrektal mu- 
ayenede Prostatin yaklasik 30 cc hacimde ve yumusak kivamda 
tespit edildi. Ayakta ve valsalva ile belirginlesen sag inguinal ka- 
nalda herni ile uyumlu sislik, supin pozisyonda rahatlikla rediik- 
te edilebiliyordu. PSA 1.9 ng/dl, idrar analizi ve kiltiirii normal- 
di. Uroflowmetride Qmax 18 ml/sn, Qave 8 ml/sn iseme volumti 
189 ml idi. Ultrasonografi de mesanede 200 ml postmiksiyonel 
rezidtiel idrar oldugu ve mesanenin inguinal kanala yoneldigi ra- 
por edildi. Pelvik manyetik rezonans gortinttilemede mesanenin 
sag inguinal kanala hernie oldugu tespit edildi (Figure 1 ve 2). 
Uretrosistoskopi de tiretranin normal, prostatik dretra bélimi- 
niin acik, mesanede her iki dreter orifisinin normal oldugu di- 
vertikiil olmadig1, mesane kapasitesinin 450 ml oldugu gortildi. 
Hastaya sag inguinal insizyon yapildiginda mesanenin, direk 
herni seklinde retroperitoneal olarak kanal arka duvari yoluyla 
kanal icerisine girdigi, fitik kesesinde barsak anslarinin olmadi- 
81 gorildii (Figure 3). Mesane, acilmaksizin retroperitoneal ala- 
na rahatlikla rediikte edilebildi. Kanal arka duvarina takviye sii- 
tiirasyon ve prolen mesh ile destekleme tarzinda herni onarimi 
yapildi Herni onarimi sonrasi 3. ay kontroltinde iseme sikliginin 
normal oldugu, zorlu idrar yapma hissinin azaldigini ifade eden 
hastaya yapilan Uroflowmetride Qmax 19, Qave 9 iseme voliimii 
255 ml, postmiksiyonel rezidiiel idrar 70 ml bulundu. 


1 


Figure 1. Mesanenin inguinal kanala herniasyonunun MR goriintisti 


Figure 2. Mesanenin inguinal kanala herniasyonunun MR goriintisii 


Figure 3. Mesane hernisinin operasyon esnasi goriintiisu. 


Tartisma 
Mesanenin fitiklasmasi; intraperitoneal, ekstraperitoneal ve pa- 
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raperitoneal olabilir. En sik karsilasilani ekstraperitoneal ingui- 
nal olan tipidir [1, 2]. Hafif olanlari genellikle semptom vermez. 
Belirgin olanlari ilgili kasikta sislik seklinde karsimiza cikar. ise- 
me sonrasi sislikte azalma, ikili iseme dedigimiz belirli aralik- 
la iseme, karin ve sislik bolgesine bastirmakla isemenin takvi- 
ye edilmesi gibi spesifik ve nonspesifik yakinmalara neden ola- 
bilir [2]. Alt iriner sistem obstriksiyonlari ile karsimiza ¢ikabile- 
cegi gibi sepsis, bobrek yetmezligi, hidronefroz, herni olan me- 
sanede nekroz gibi daha komplike klinik tablo ile de karsimiza 
cikabilir. Olgumuzda ilk sorgulamada alt Uriner sistem bulgula- 
ri On planda idi. iseme semptomlarina sebep olan mesanedeki 
anatomik ve fizyolojik yer degisiminin alfa adrenerjik blokér te- 
davisine olumlu cevabi da engelledigini dustinyoruz. Fizik mua- 
yenede sag kasikta ele gelen klasik inguinal herni goritinimii de 
obstriiksiyonu destekliyor olmasina ragmen yapilan ultrasonog- 
rafide mesanedeki inguinal kanala uzanim uyarici oldu. Pelvik 
MRI sag tarafta mesanenin inguinal kanal i¢erisine fitiklastigi, 
bu uzanimin bir divertikul olmadigi net olarak gériild. Perope- 
ratif mesanenin retroperitoneal olarak kanal arka duvari yoluyla 
kanala girdigi, fitik kesesinde barsak anslarinin olmadigi goril- 
du. Mesane rahatlikla rediikte edilebildi. 

Gomella ve arkadaslarina gore inguinoskrotal herniye bagli ge- 
nis inguinal cerrahide %38’lere varan komplikasyon orani vardir 
[3]. Bunlar kanama, sepsis ve fistil olusumudur. Operasyon 6n- 
cesi taninin kesinlestirilmesi bu komplikasyon oranlarini diistire- 
cektir. Fizik muayene ve anamnez biiyiik 6lcuide tanida yardim- 
ci olsa da gortintiileme yontemleri ¢ogu olguda gerekir. Ultraso- 
nografi ilk basvurulacak y6ntemdir. Ancak yeterli bilgi vermeye- 
bilir. MRI, dolu mesanede tig boyutlu olarak mesanenin konfigti- 
rasyonunu yansitabildiginden ayirici tanida olduk¢a yeterli bilgi- 
leri sunar [4, 5, 6]. Literaturde, ilging olarak koroner arter hasta- 
1181 sebebiyle koroner anjiografi uygulanan hastanin inguinal ka- 
nalina dogru olan sisliginin floroskopi altinda opak madde dolu- 
su ile tespit edilmis mesane herni olgusu da sunulmus [7]. 
Mesanenin inguinal kanala herniasyonu durumunda en sik bas- 
vurulan cerrahi y6ntem, inguinal eksplorasyon, mesanenin ana- 
tomik pozisyonuna iadesi, fitik onarimidir. Nadiren divertikil ile 
birlikte olan olgularda divertikilektomi yapilabilir. islem intrape- 
ritoneal veya preperitoneal yolla laparoskopik olarak da ger¢ek- 
lestirilebilir [8]. Nitekim Khan ve arkadaslar! kendi olgularinda 
laparoskopik yaklasimi tercih etmisler [2]. 


Sonuc¢ 

Mesanenin inguinal kanala herniasyonu nadir gortlen bir durum- 
dur. Dikkatli bir anamnez, fizik muayene, 6zellikle de iseme bo- 
zuklugu semptomlar! olan fitikli hastalarin Urolojik degerlendir- 
melerinin de yapilmasi, siphe duyulmasi durumunda gérintile- 
me yontemlerine basvurulmasi ve cerrahi tedavi 6ncesi veya es- 
nasinda gerekirse Uretrosistoskopik incelemenin yapilarak ope- 
rasyon oncesi kesin tan! konulmasi, muhtemel operatif kompli- 
kasyonlarin 6nlenmesine katki saglayacagi diistincesindeyiz. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Timik hiperplazi anterior mediastene lokalize olan timusun son derece nadir bir 
neoplazmidir. Genellikle farkli hastaliklara sekonder olarak gelismektedir. Bazila- 
rl idiopatik olarak gelisir. Bugiine kadar 50’ den fazla olgu bildirilmis olup bunlarin 
cogunlugu 1 ve 17 yas arasi ¢ocuklardan olusmaktadir. Bazi olgular ise yetiskin- 
lerde bildirilmistir. Ama bugiine kadar ayni erkek kardes veya kiz kardeste bildiri- 
len hicgbir vaka yoktur. Bu nedenle biz burada timik hiperplazinin kalitsal olup ola- 


mayacagi konusuna isaret etmek istedik. 


Anahtar Kelimeler 
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Abstract 

Thymic Hyperplasia is an extremely rare neoplasm of thymus which is localized in 
the anterior mediastinum. Generally it occurs secondary to the different diseases. 
Some of them occurs idiopathicly. Until today there are more than 50 cases re- 
ported and most of them are children between the ages of 1 and 17. A few cases 
are adults. But until today there is no reported case with the same brothers and 
sisters. Therefore we want to point on whether thymic hyperplasia can be he- 


reditary or not. 
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Introduction 

Thymic hyperplasia is an extremely rare neoplasm which is lo- 
calized in the anterior mediastinum [1,2]. Etiology and prog- 
nosis of thymic hyperplasia is not well defined. Fewer than 50 
cases have been reported untill today. Most of the patients are 
infants and children between the ages of 1 and 17 [2-5]. True 
thymic hyperplasia is rarely observed in adults. It occurs twice 
as often in boys than girls [6,7]. In our report our patients are 
two sisters and both of them submitted with the same sym- 
tomps such as cough, respiratory distress, shortness of breath 
and often pulmonery infections. And both of their computed to- 
mography (CT) findings were huge masses that were filling the 
medistinum in large areas. After a surgery for total excision of 
masses, the histopathological examinations were adjusted with 
idiopthic true massive thymic hyperplasia. 


Case Presentation 

Case 1 

A 4 years old girl had submitted to a pediatrics clinic with the 
complaints of cough, respiratory distress, shortness of breath 
and 39 degree persistant fever. All the laborotory examinations 
were normal except lymphcytosis in the blood analysis. Accord- 
ing to the posteroanterior chest X-ray of her first submit, nearly 
whole of the left lung was consolided, so she was diagnosed 
with pnomonia (Figure 1:A). Medical treatment had started but 
despite treatment clinical and radiological improvement had 
not provided. Despite all the researches her disease could not 
be diagnosed and due to increasing respiratory distress she 
was referred to our thoracic surgery clinic for the purpose of 
both diagnosis and treatment. 

In the physical examination in our clinic, left lung sound was 
charecterized with rhoncus and rales. So we planned a thorax 
CT for diagnosis. CT showed a huge mass was filling the an- 
terior mediastinum and huge part of left hemithorax in a solid 
form (Figure 1:B). For a further analysis abdominal ultrasonog- 
raphy (USG) and cranial CT were seen and both of them were 
normal. Fine needle aspiration biopsy was suggested for diag- 
nosis but her parents were not agreed because patients respi- 
ratory distress had increased and would lose time waiting for 
pathology results. Surgery was performed for both diagnosis 
and treatment as advised, especially to relief the mediastinal 
compression. Left posterolateral thoracotomy was preferred 
because the mass was generally in the left side. The approach 
to the mass for total excision with left thorocotomy was easier 
than median sternotomy. During the operation, we saw that the 
mass had filled nearly whole of left hemithorax and adhered to 
the arround tissues, and the left lung was consolided because 
of compression. The mass was in the dimension of 16x14x9cm. 
Mediastinal mass composed entirely normal thymic tissue. The 
mass was excised totaly. 

The histopathological examinations showed that the mass con- 
tained well developed cortical areas, thymic medulla and Has- 
sal’s corpuscules. Thymic cortex was divided in to the lobules 
by septas. The septa extended to the corticomedullary junction 
(Figure 2:A). Hassal’s corpuscules expressed high molecular 
weight cytokeratin cortex contained CD1 a positive T cells. CD 
20 positive B cell component was largely confinded to the thy- 
mic medulla (Figure 2:B). B cells were surrounded with Hassals 


corpuscules. 
There was no problem on her postoperative control posteroan- 
terior chest X-ray (Figure 1:C) 


Figure 1. Preoperative posteroanterior chest X-ray showed nearly whole of the 
left lung was consolided(A). Preoperative thorax CT scan showed a huge mass 
that filling the anterior mediastinum and a great part of left hemithorax in a solid 
form(B). Postperative posteroanterior chest X-ray(C). 


Figure 2. Histhopathological studies: Normal thymic tissue which containes well 
developed cortical areas, thymic medulla and Hassal’s corpuscules.Thymic cortex 
was divided in to the lobules by septas.The septa extends to the corticomedul- 
lary junction(A). Hassal’s corpuscules expressed high molecular weight cytokeratin 
cortex contained CD1 a positive T cells. CD 20 positive B cell component was 
largely confinded to the thymic medulla(B). 


Case 2 

Our first patient’s sister submitted to a different hospital with 
cough, respiratory distress, 39,5 degree fear and shortness of 
breath, almost the same complaints with her elder sister when 
she was 6 months old in 2007. Her posteroanterior chest X- 
ray showed consolidation on bilateral upper lobes, right lobe 
and lingula (Figure 3:A). Bilateral lung sound was corelated with 
rales and rhoncus. First diagnose was pnomonia. So, medical 
treatment had started but despite treatment clinical and ra- 
diological improvement had not provided. So she had referred 
to our hospital. We thought that all of her complaints could be 
secondary to a mediastinal mass such as her elder sister. And 
also we took care whether that mass was hereditary or not. So 
we immediately planned a thorax CT (Figure 3:B). CT showed a 
huge mass that was filling the both lung parancymal distances 
begining from anterosuperior compartment of mediastinum 
and surrounding the hearth. Abdominal USG and peripherical 
blood analysis were normal. We immediately planned surgery, 
our choise was median sternotomy that time. Because the 
mass was filling both hemithorax and it was easier to aproach 
to the both side masses. Surgery was performed and the mass 


Figure 3. Preoperative posteroanterior chest X-ray showed consoladation on bi- 
lateral upper lobes, right lobe and lingula(A). Preoperative CT scan showed a huge 
mass that is filling the both lung parancymal distances begining from anterosu- 
perior compartment of mediastinum and surrounding the hearth(B). Postperative 
posteroanterior chest X-ray(C). 
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excised totaly. There was no problem on her postoperative con- 
trol posteroanterior chest X-ray graph (Figure 3:C) 

The excised mass was in the dimension of 14x7x5 cm and in the 
weight of 160 grams. Its 

surface was grey-white colored and lobulated (Figure 4). All the 
hysthopathological study findings were adjusted with Idiopathic 
True Massive Thymic Hyperplasia, and all of lymph nodes were 
reactive. During postoperative controls, there were no compli- 
cations. All these results directed us to another baby of this 
family whom is a boy and was born from another mother .We 
looked for such a mediastinal mass. But he was safe. Our pa- 
tients were safe in their postoperative controls and all of their 
preoperative complaints were cured. 


Figure 4. The excised mass is in the dimension of 14x7x5 cm and in the weight of 
160 grams.It’s surface is grey -white colored and lobulated. 


Discussion 

Thymic hyperplasia is a rare cause of anterior mediastinal mass 
in children [1-3]. Etiology and prognosis of thymic hyperplasia 
is not well defined [2-5]. It is seperated in two categories such 
as lymphoid or foliculer hyperplasia that charecterised with ac- 
tivated germinal centers and lymph follicules. The other is True 
thymic hyperplasia which has a normal thymic architecture and 
normal germinal centers and lymph follicules expected for age 
and occures in two forms as rebound thymic hyperplasia and 
idiopathic true massive thymic hyperplasia [6,7]. Rebound hy- 
perplasia occurs after especially graves disease, Cushing Syn- 
drome, burns, after steroid therapy, association with endocrine 
abnormalities, testiculer tumors, sarcoidosis, lymphoma, and 
Beckwith Wiedeman Syndrome [8]. Idiopathic true thymic hyper- 
plasia has a well defined clinicopathological profile prevalence 
in children or young patients, absance of associated autoim- 
mune disease and often presence of cough, respiratory distress, 
shortness of breath, peripheral blood lymphocytosis. All of these 
patients have normal immun systems. CT generally showes a 
mass located in anterior mediastinum. There have been cases 
reported about rebound massive thymic hyperplasia generally 
secondary to the non hodgkin lymphoma, hodgkin lymphoma 
and after chemotherapy. And also there are a few reported 
cases of idiopthic true massive thymic hyperplasia especially in 
children and young patients. [8]. Treatment is surgical removal 


of the thymic mass. Linegar and coworkers suggested median 
sternotomy, clamshell incision or single-sided posterolateral 
thoracotomy as_ surgical approach. 

When we examine the literature mentioned with multiple cases, 
we did not detect familial intimacy or brotherhood in any of 
them. Howewer, that is strange that our cases are two sisters 
and they have the same complaints, both of them were oper- 
ated and both of their histhopathological study results were idi- 
opthic true massive thymic hyperplasia form. We want to point 
on whether it can be hereditary or not. 
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Bilateral Anterior Rectus Sheath Turnover 


Flap for Abdominal Closure 
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Ozet 

Doku kaybr ile birlikte olan karin duvari fitiklarinin tedavisi zor bir konudur.Bir¢ok 
cerrahi teknik tedavide kullanilmistir.Bazen karin duvarinin primer dikislerle ka- 
patilmasi imkansizdir. Dual yamalar, component seperasyon teknigi, muskulofas- 
yal flepler karin kapama icin kullanilabilir.Bu olgu sunumunda kompleks karin du- 
var fitig! nedeni ile tedavi edilen hasta sunuldu.Karin, 6n rektus kasi kilifi turno- 
ver flep yéntemi ile basarili sekilde kapatildi. Bu teknigi literatiir taramasi ile bir- 


likte tartistik. 
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Abstract 

The management of abdominal wall hernias with tissue loss is a difficult subject. 
Several surgical techniques have been used in the treatment. Sometimes closure 
of the abdomen with primary sutures may be impossible. Dual meshes, component 
separation technique, usculofascial flaps can be used for closure of the abdomen. 
In this case report a patient with complex abdominal wall hernia was presented. 
The abdomen was successfully closed with anterior rectus sheath turnover flap. 


We discussed this surgical technique with literature review. 
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Introduction 

Complex anterior abdominal wall defects are both challenging 
and technically demanding problem for many surgeons.Any ab- 
dominal defect that can not be closed primarily without tension 
accepted as complex abdominal wall defect.They usually occur 
after trauma, infection and oncological surgery. Different surgi- 
cal methods have been used to manage these defects. Vari- 
ous muscle and myocutaneous flaps like tensor fascia lata [1], 
rectus femoris [2], rectus abdominis [3] and latissimus dorsi [4] 
have been reported in literature for the repair of abdominal wall 
defects. In this case report,we presented a patient with complex 
abdominal wall hernia and treated with bilateral anterior rectus 
sheath turnover flap and prolene mesh repair. 


Case Report 

A 42 years old male patient presented with abdominal bulging. 
There was an incisional hernia on upper midline part of the ab- 
domen.The patient had been operated due to umbilical hernia 
13 years ago. He had chronic obstructive pulmonary disease. 
There were incisional hernia which contains omental tissue in 
abdominal ultrasonography. The patient was decided to op- 
erated with the diagnosis of incisional hernia.The upper and 
lower midline incision about 15 cm in lenght was performed. 
The defect in abdominal wall was explorated.The hernia sac 
and omentum was resected. After resection there was a de- 
fect about 9x6 cm in diameter. This defect could not be closed 
with primary sutures. Anterior rectus sheath was incised about 
5-6 cm lateral to midline bilaterally (Figure 1, Figure 6A).Rectus 
sheath was dissected and freed from underlying rectus muscle 
(Figure 2-3).The hemorhages from muscle was controled with 
electrocautery. Free rectus sheath flaps were turned and su- 
tured with 2/0 prolen sutures (Figure 4, Figure 6B-C).The abdo- 
men was totally closed.The subcutaneous tissue was dissected 
for onlay repair with prolene mesh.Approximately 18x25 cm 
prolen mesh was lied above rectus muscles and sutured with 
2/0 prolene (Figure 5). A hemovac dren was put in to surgical re- 
gion.Subcutaneous tissue and skin was primarily sutured. There 


was no problem in postoperative period.The patient was send 
to the home in 7.postoperative days. 


Figure 1. A vertical incision on the anterior rectus sheath 


 ¢ j 
i 


Figure 2. Dissection of anterior rectus sheath 


Figure 3. Bilateral anterior rectus sheath turnover flap 


Figure 5. Prolene mesh was lied above rectus sheath 


Discussion 

The anterior rectus sheath is one of the important structure 
that support the integrity of the abdominal wall.Repair of large 
abdominal defects with abdominal muscles or fascial compo- 
nents was first introduced by Farr in 1922 and Wagensteen 
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Figure 6. Incision of the anterior rectus sheath(A), Anterior rectus sheath is turned over for abdominal closure(B), Closure of the abdomen with anterior rectus sheath 


turnover flap(C). 


in 1934 and they used entire anterior rectus sheath and part 
of the external oblique aponeurosis . Today, prolene and dual 
meshes are main surgical materials that are used in repair of 
abdominal wall hernias. 

The usage of abdominal muscles or fascial structures for ab- 
dominal wall defects is not common in literature.Koshimoto S 
et al used anterior rectus sheath turnover flap for abdominal 
closure in patients with open abdomen[5] .They performed this 
technique after 10 to 14 days following first laparotomy and 
treated a total of 54 patients with this technique. Although 
there were no enterocutaneous fistula or wound dehiscence 
they state that about 50% of patients were suffered from 
abdominal bulging.But none of these patients were operated 
with incisional hernia.They also emphasise that early closure 
of abdomen with this technique was also usefull for decreasing 
enteroatmospheric fistula formation. Being a very similar tech- 
nique, Bae SK et al were used the rectus myofascial splitting 
flap for the treatment of chronically infected abdominal wall 
after gynecological operations[6] .Anterior rectus sheath and 
underlying rectus muscle were mobilized and advanced medi- 
ally for closure of the abdomen.The technique was successfully 
performed in 5 patients. The components separation technique 
(CST), first described by Ramirez et al [7] . This technique con- 
sists of advancement of the abdominal muscles including rectus 
abdominis, internal oblique and transversus abdominis toward 
the linea alba, with preservation of the neurovascular struc- 
tures. Takahasi M was used anterior rectus sheath turnover flap 
in combination with component separation in patients with liver 
transplantation [8] .They used this technique in 3 patients dur- 
ing the early postoperative period and in one patient during the 
late postoperative period successfully. 

In this present case, after hernia repair the abdominal wall could 
not be closed with primary sutures.There was a huge defect 
in midline.\We made a longitudinal incision to anterior rectus 
sheath. Fascial turnover flap was prepared for closure of ab- 
domen.The abdominal wall was closed without tension with 
this technique. The potential problems are hematoma forma- 


tion and tension in anterior abdomen .Such cases may also be 
managed with dual meshes.When compare the anterior rectus 
sheath turnover flap with dual mesh, it is obvious that anterior 
rectus sheath turnover flap is more cost effective. It is also easy 
to perform.Our patient was treated with this technique without 
any complication.So anterior rectus sheath turnover flap can be 
used successfully in abdominal wall hernias with tissue defects. 
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Beyin MRG ve MR Spektroskopi Bulgulari 


Mucopolysaccharidosis VI (Case Report) 
Brain MRI and MR Spectroscopy Findings 
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Ozet 

Mukopolisakkaridoz VI veya Maroteaux-Lamy sendromlu coklu sistem tutulumu 
olan, arilsiilfataz B (ARSB) genindeki mutasyonlar ile tespit edilen otozomal rese- 
sif lizozomal depo hastaligidir. Bu olgu sunumunda takip beyin manyetik rezonans 
goriintiilemesinde (MRG) periventrikiiler lezyonlarda progresyon ve manyetik re- 
zonans (MR) spektroskopide hafif miyoinozitol yiiksekligi disinda belirgin patolo- 
jik pik gostermeyen tip 6 Mukopolisakkaridozlu olgunun radyolojik gériintiileri su- 
nulmustur. MR spektroskopi ile birlikte klinik bulgular ayiric! tanida bazi hastalik- 


lari dislamaya yardimci oldu. 
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Abstract 

Mucopolysaccharidosis VI or Maroteaux-Lamy syndrome is an autosomal reces- 
sive lysosomal storage disorder with multisystem involvement which is deter- 
mined by mutations in the arylsulfatase B (ARSB) gene. Herein, we report the ra- 
diological findings of a case of Mucopolysaccharidosis VI which showed progres- 
sion of periventricular lesions on follow-up magnetic resonance imaging (MRI) 
and slight elevation of myoinositole and no other significant pathological peak on 
magnetic resonance (MR) spectroscopy. MR spectroscopy as well as the clinical 


findings helped us to exclude some of the diseases in the differential diagnosis. 
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Introduction 

Mucopolysaccharidosis VI (MPS-VI) or Maroteaux-Lamy syn- 
drome is an autosomal recessive lysosomal storage disorder 
with multisystem involvement which is determined by mutations 
in the arylsulfatase B (ARSB) gene [1]. MPS-VI is a treatable 
disease with enzyme replacement therapy and the prognosis 
is variable depending on the age of onset, disease progression 
and early diagnosis, which makes the imaging important [2]. 
Central nervous system abnormalities have been previously re- 
ported however; MRI findings are not very well recognized. We 
wish to report the brain magnetic resonance imaging (MRI) and 
MR spectroscopy findings of a case of MPS- VI. 


Case Report 

A 15- month-old female patient initially presented to a state 
hospital with the complaint of not being able to walk without 
help. According to the history given by the parents and the 
birth reports, she did not have asphyxia and her height and 
weight were normal at birth. Walking with help at 12 months 
was learned in her history and she never walked alone. She was 
born to consanguineous parents. On physical examination she 
had mild phenotypic changes like frontal bossing, short phil- 
trum, bilateral epicanthus, low-set ears, sacral dimple and mac- 
rocephaly. 

Due to the phenotypic changes and history of consanguineous 
marriage, genetic and metabolic diseases were suspected. The 
laboratory findings including urine and blood amino acids, serum 
creatine kinase, tandem mass spectrometry and activity of bio- 
tinidase enzyme, glucose, electrolytes, urea, lactate dehydroge- 
nase and cholesterol levels were normal. Chromosome analysis 
showed no abnormality. MRI revealed a few hyperintensities on 
FLAIR and T2-weighted images in periventricular white matter. 
There wasn't any obstructive mass or hydrocephalus. 

At 4 years of age, the patient was admitted to our hospital with 
poorly progression of mental and motor status. She didn’ t take 
any medication at the time. Brain MRI with routine sequences 
and MR spectroscopy were performed. On routine sequences 
there were multiple small foci of cystic lesions, most probably 
dilated perivascular spaces with accumulated glycosamino- 
glycan which were not present on the previous MRI (Figure 1). 
These lesions did not show any contrast enhancement. (On MR 
spectroscopy, minimal elevation of myoinositol peak was de- 
tected at TE: 30 ms. N- acetylaspartic acid, lactate and choline 
levels were normal (Figure 2). Radiological differential diagno- 
sis included mucopolysaccharidosis or Lowe Syndrome, how- 
ever, the patient lacked ocular or renal abnormalities to favour 
Lowe Syndrome. Ultrasound of the abdomen excluded possible 
solid organ abnormalities. 

Macrocephaly, clinical phenotype, progressive nature of the 
disease and history of first degree consanguineous marriage 
made the diagnosis of mucopolysaccharidosis more likely. After 
detecting decreased activity of arylsulfatase B enzyme, MPS 
type VI was confirmed by mutational analysis of the ARSB gene. 


Discussion 

Central nervous system findings in MP may include cervical cord 
compression caused by cervical spinal instability, meningeal 
thickening and/or bony stenosis, communicating hydrocepha- 


Fig.1. Axial T2-weighted image shows enlarged perivascular spaces in the peri- 
ventricular region (arrows). 


|: Integral 


ppm 


Fig.2. Multivoxel MR Spectroscopy at TE=30 msec shows that the choline, cre- 
atine and N-asetylaspartate levels are normal in a voxel at the level of right basal 
ganglia. There is slight elevation of myoinositol. 


lus, optic nerve atrophy and blindness [2]. 

Azevedo et al reported abnormalities in approximately % 90.5 
of the patients. Progressive white matter changes and the 
dilatation of the perivascular spaces were the most frequent 
abnormalities. Other findings included hydrocephalus, cerebral 
atrophy and mega cisterna magna [3]. There was also rapid 
progression of the cystic lesions presumed to be perivascular 
spaces in the periventricular white matter in our case. 

Calleja Gero et al and Seto et al showed some abnormalities in 
brain parenchyma had increased frequency in different types 
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of MPS, however these were not specific to those types and no 
correlation was found with clinical severity [4, 5]. However, the 
clinical findings of our case were progressive as are the MRI 
findings. 

We found elevated level of myoinositole in the white matter 
which is an astrocyte marker. Therefore, increased levels of 
myoinositole show astrocytic proliferation which is a nonspecif- 
ic reaction of the brain to different kinds of central nervous sys- 
tem injuries. The levels of the choline were normal indicating no 
turnover of the membranes. Lactate peak was not found either, 
that could be a clue to any mitochondrial disease. Vedolin et al. 
proposed that increased volume of the cells may be responsible 
of increased myoinositole and also cerebral glycosaminoglycan 
deposition is related to induction of the changes in glial cells 
which can be measured as increase in myoinositole, which is 
also seen in our case as dilated perivascular spaces presumably 
of glycosaminoglycan storage and myoinositole increase on MR 
spectroscopy [6]. 

Based on the MR spectroscopy findings, mitochondrial diseases 
which were clinically suspicious could be excluded. Radiological- 
ly with the enlarged perivascular spaces and increased myoino- 
sitol level, Lawe Syndrome was also in the differential diagnosis 
and we could not be able to exclude unless we knew the clinical 
findings were not compatible with this syndrome. 

In conclusion, in the presence of typical clinical findings and pro- 
gressive white matter changes, enlarged perivascular spaces 
and increased myoinositol levels, MPS VI should be considered 
in the differential and may guide the clinician to the final diag- 
nosis. 
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Ozet 

Akciger kanserleri, 35 yas Uizeri kadin ve erkeklerde, kanser dliimleri icinde hala bi- 
rinci siradadir. %10 oraninda kavitasyon saptanan akciger kanserlerinde en sik ka- 
vitasyon olusturan epidermoid karsinomdur. Akciger kist hidatigi ise Turkiye’de en- 
demik olarak gortilmekle birlikte %24 oraninda perfore olarak kavitasyon meyda- 
na getirir ve akciger kanseri ile karisabilir. Bilgisayarll tomografi (BT), guntimtizde 
toraks patolojilerinin tanisinda yaygin olarak kullanilmakta ve konvansiyonel rad- 
yografiler ile ortaya cikarilamayan lezyonlar BT ile saptanabilmektedir. Buna kar- 
sin pulmoner hidatik kistler, klinik ve radyolojik bulgulari ile teshis edilebilmesine 
ragmen, atipik veya karmasik akciger lezyonlarinda tani koymak zorlasmaktadir. 
Yazimizda gogiis agrisi ve nefes darligi sikayeti ile basvuran tomografik inceleme- 
lerinde kist hidatikten siiphelenilen, operasyonda génderilen frozen sonucu malign 
gelen olgu literatiir esliginde sunulmustur. 
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Abstract 

Lung cancer remains the leading cause of cancer death in women and men, who 
are older than 35 years of age. Among lung cancers with a 10% cavitation, epi- 
dermoid carcinoma is the most common type of cavitating cancer. Although it is 
endemic in Turkey, pulmonary hydatid cysts also cavitates by perforating 24%, 
and it can be confused with lung cancer. Computed tomography (CT) is commonly 
used to diagnose thoracic pathologies, and any lesion which cannot be detected 
using conventional radiography can be identified by CT. However, although pul- 
monary hydatid cysts can be diagnosed by clinical and radiological findings, di- 
agnosis of atypical or complicated lung lesions is difficult. We report a case who 
presented with complaints of chest pain and shortness of breath, with suspected 
hydatid cyst during tomographic examination, and whose frozen section showed 
malignancy as accompanied by relevant literature. 


Keywords 
Lung Cancer; Perforated Hydatid Cyst; Cavitary Lung Lesion 


DOI: 10.4328/JCAM.2515 


Received: 26.04.2014 Accepted: 08.07.2014 Printed: 01.10.2013 


J Clin Anal Med 2013;4(suppl 5): 512-4 


Corresponding Author: Nuri Diizgiin, Konya Education and Research Hospital, Thoracic Surgery, Meram, Konya, Turkey. 


GSM: +905074845496 E-Mail: nuri.duzgun@hotmail.com 


512 | Journal of Clinical and Analytical Medicine 


Kist Hidatigi Taklit Eden Akciger Kanseri: Olgu Sunumu / Lung Carcinoma Mimicking Hydatid Cyst: A Case Report 


Introduction 

Lung cancer is the most common cause of death associated 
with cancer [1]. Most of the patients present with symptoms in 
a late advanced stage. Pulmonary hydatid cyst may not pres- 
ent with systemic symptoms such as fever, malaise, and weight 
loss during early stage [2]. Other than cavitation associated 
with necrosis, cavitation may occur secondary to rupture of 
lesions containing fluid such as hydatid cyst or bronchogenic 
cyst or presence of a prior infected bulla [3]. CT is the imaging 
modality of choice for the assessment of suspected or proven 
lung cancer. Hydatid cyst can be confused with many other pul- 
monary pathologies, mainly with malignancies [4,5]. We report 
a case who presented with complaints of chest pain and short- 
ness of breath, with suspected hydatid cyst during tomographic 
examination, and whose frozen section showed malignancy as 
accompanied by relevant literature. 


Case Report 

A 63 year-old male patient admitted to the emergency service 
with complaints of sudden chest pain, respiratory distress and 
cough. He informed that he had a dog at home. He described 
discharge of a lesion looking like a white-membrane (germina- 
tive membrane) when coughing within last 15 days. With no 
additional condition, physical examination of the patient also 
showed no pathology except for increased reduction in breath 
sounds. No pathology was observed in whole blood and bio- 
chemical tests except for a white blood cell value of 15.000. CT 
analysis revealed a cystic lesion (perforated hydated cyst?) of 
approximately 15 hounsfield units (HU) in density, measuring 
10x11 cm in size, with an air-fluid level in the basal segment 
of the right lower lobe (Pictures 1 and 2). Respiratory function 
test results were as follows: FEV1 - 2.26 liter, and FVC 2.29 
liter. Based on the history and available CT results, patient was 
treated with thoracotomy based on a preliminary diagnosis of 
perforated hydatid cyst. Cystotomy was applied on the lesion 
resembling hydatid cyst associated with the major fissure on 
both lower and upper lobes. No germinative membrane was 
noted. A frozen section was obtained from the cavity wall of 
the 63 year-old patient with a smoking history of 50 pack- 
years and sent for analysis. The result of the frozen section 
showed malignancy. The operation was terminated since the 
patient was unable to tolerate single-lung ventilation during 
the surgery, and no scan of distant regions was available. The 
pathological diagnosis was reported as squamous cell carci- 
noma. The patient was referred to the Medical Oncology Clinic 
for chemotherapy when postoperative scans of distant regions 
showed brain metastasis. 


Discussion 

At present, lung cancer is the most common cause of cancer- 
related deaths [1]. Diagnosis is usually often delayed since 
symptoms associated with lung cancer are often non-specific. 
Especially given the patient’s smoking history, cough was at- 
tributed to cigarette smoking. Patients with hydatid cysts are 
mostly asymptomatic. Although the disease progress without 
any clinical signs, some complaints may occur depending on 
the involved organ associated with rupture or infection of cyst. 
Such complaints usually include dispnea, cough, chest pain and 


Picture 1-2. CT images of Case 


hemophtysis [4]. Our patient also complained about chest pain 
and shortness of breath. History of membrane expectorations 
the most important symptom supporting the diagnosis of a 
hydatid cyst [2]. He had a history of membrane expectoration. 
Laboratory analyses are very important in the diagnosis of a 
hydatid cyst. Although antibody against the parasite can be 
measured in the body, a negative result will not exclude the dis- 
ease [5]. We do not request routine indirect hemagglutination 
test for patients with a suspected hydatid cyst. CT is a common 
modality in the diagnosis of both lung cancer and hydatid cyst. 
A common location of hydatid cyst is the lower lobe of the right 
lung. Similarly, lesion of our patient was also on the lower lobe 
of right lung. In CT, an intact cyst appears as a rounded, thin- 
walled, homogeneous radiopacity with regular margins. Radio- 
logically perforated cysts can be demonstrated with evidence 
of air-fluid level, lotus sign, and meniscus sign [6,7]. We thought 
that our patient had no lotus sign since he had a history of 
membrane expectoration. The incidence of cavitation is 10% 
in lung cancer, and it most commonly occurs in squamous cell 
carcinoma. The pathology of our patient was reported as squa- 
mous cell carcinoma of the lung. The density of lesion 15HU 
was lower compared to a mass. No spicular extensions were 
found around the cavitation, which had regular margins. Typi- 
cally a cavity wall is thick in malignancy. Although tumor cavity 
can appear regular and thin-walled, it is very rare. In a series of 
126 cases with solitary cavities, Woodring and Fried reported 
that a wall thickness above 4 mm indicates benign tumor, but a 
wall thickness greater than 16 mm favors malignancy [8]. Our 
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patient’s lesion was consistent with the findings of this study, 
and the thickest part of the cavity wall was 0.4 mm. The spaced 
filled with air and/or liquid in lung parenchyma are labeled as 
cavity and is usually filled with necrotic content. Pneumonia, 
granuloma, and some lung cancers cause cavities. The structure 
and thickness of the cavity wall is important. The greater the 
thickness of the cavity wall, the higher is the malignancy risk. In 
cavities with a wall thickness above 16 mm, malignancy risk is 
very high [8]. In cysts with totally expectorated endocyst, a thick 
pericyste wall develops. In this case separating the cyst form 
pyogen capture becomes very difficult [7]. Surgery is a treat- 
ment modality of choice in both pulmonary hydatid cyst and 
lung carcinoma. 

In conclusion, many conditions, benign or malignant, may lead 
to cavitary lesions in the lung. What we have learned from this 
case is that malignancy should always be kept in mind in a pa- 
tient with cavitary lesion in CT, who has advanced age and a 
history of smoking even if you live in a country where hydatid 
cyst is endemic. 
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Ozet 

intramtiskiiler hemanjiyomlar, uluslararasi vasktiler anomaliler siniflama calisma- 
sina gore vaskiiler malformasyonlar olarak tanimlanmaktadir. Radyolojik goriin- 
tiilemedeki agresif goriintime ragmen agresif olmayan klinik seyir, 6zellikle bu 
lezyonlara alisik olmayan kKlinisyenler igin tanida zorluk yaratmaktadir. Biz bura- 
da 49 yasindaki bir kadin hastada, pelvik taban kaslarindan kaynaklanan ve ad- 
neksiyel malign bir kitleyi taklit eden mikst tip intramtskiiler hemanjiom olgusu- 


nu sunmaktayiz. 
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Abstract 

Intramuscular hemangiomas were defined as vascular malformations according 
to the International Society for the Study of Vascular Anomalies (ISSVA) classifi- 
cation. Aggressive appearance on radiologic images but nonaggressive course of 
these lesions results in diagnostic challenge for the clinicians that are unfamiliar 
with these lesions. Here, we present a 49-year-old woman as a rare case of mixed 
type intramuscular hemangioma originating from pelvic floor muscles, mimicking 


a malignant adnexal mass. 
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Introduction 

Intramuscular hemangiomas (IMH) were defined as vascular 
malformations according to the International Society for the 
Study of Vascular Anomalies (ISSVA) classification [1] . They 
comprise 0.8% of all hemangiomas [2]. Since it was reported 
as a first case by Liston at 1843 [3], orthopedicians are familiar 
with these benign lesions due to their localization predominant- 
ly in the upper and lower limb [4]. However, unusual localiza- 
tions of IMH was reported in the literature, including chest wall, 
orbicularis oculi muscle, and levator anguli oris muscle [5-7]. 
Aggressive appearance on radiologic images but nonaggressive 
course of these lesions is a diagnostic challenge for the clini- 
cians unfamiliar with these lesions, especially when they arise 
in unexpected locations. Here we present probably the first case 
report of an IMH originating from pelvic floor muscles, mimick- 
ing a malignant adnexal mass. 


Case Report 

A 49-year-old woman was admitted to our clinic with a diagno- 
sis of pelvic mass detected accidentally on abdominal sonogra- 
phy for the evaluation of dyspeptic complaints. Abdominal and 
transvaginal ultrasonography showed a 98x74 mm heteroge- 
neous mass with cystic-solid, cavitary appearance with a mixed 
echo pattern. Color Doppler imaging did not exhibit increased 
color flow or alterations in vascular resistance parameters on 
the cavitations (Figure 1a). Vaginal examination revealed stiff 
dullness on the left vaginal wall and bulging on left upper va- 
gina. Serum tumor markers and hormonal parameters including 
CA 125, CA 15-3, CA 19-9, CA 72-4, CEA, Alpha-feto protein, 
estradiol and inhibin were all within normal limits. Pelvic mag- 
netic resonance imaging (MRI) showed a marked hyperintense 
mass measuring 85x83 mm with lobulated contours, filling the 
left adnexal region on sagittal T2-weighted images (Figure 1b). 
Cervical cytology was normal. 

The woman had a history of myomectomy 15 years ago and 
reported no other significant health problem. We preferred 
laparoscopy for adnexal evaluation. Laparoscopic examination 
revealed a well circumscribed, mostly solid, sphere-shaped ret- 
roperitoneal mass bulging from bottom at left anterior peri- 
toneum. Because of the deep retroperitoneal location of the 
lesion, we shifted from laparoscopy to laparotomy. A soft, 
compressible, cystic mass with a fibrous dense capsule grow- 
ing through vesicovaginal space was detected. The mass was 
completely removed with adequate margins. Large prominent 
vascular connections were not observed, and intraoperative 
bleeding was minimal during dissection. Frozen section analysis 
was not diagnostic and reported as “nonspecific mesenchymal 
tumor”. 

On final pathologic examination, a 7x8x4 cm mass with lobulat- 
ed surface and solid-cystic, hemorrhagic appearance on cross- 
sectional analysis was observed macroscopically. Microscopi- 
cally, hematoxylin and eosin staining showed multiple small and 
large vascular spaces scattered between the bundles of skeletal 
muscle. Immunohistochemically, endotelial cells were markedly 
positive for CD 34 staining (Figure 2) . Therefore, the tumor was 
diagnosed as mixed type intramuscular hemangioma of deep 
pelvic muscles. Patient is well with normal MRI findings postop- 
eratively, and follow up during 5 months revealed no recurrence. 


Figure 1. No vascular filling on color Doppler ultrasonography(A). White arrow 
shows hyperintense mass, blank arrow points uterus pushed upward due to mass 
effect (MRI sagittal plane, T2 weighted image)(B). 


Figure 2. Endothelial cells shows marked positivity for CD34 stain (magnification 
x50) 


Discussion 

IMH is a disease of young-adults and is usually diagnosed be- 
fore age 30 [4]. Pain is the major symptom in reported series 
[8]; however, it may remain asymptomatic despite its large size 
as in our case. Thrills and bruits are uncommon. There are sev- 
eral classifications for IMH. While Allen and Elzinger classified 
their 89 IMH cases according to vessel size as “small vessel”, 
“large vessel” and “mixed” types [8], Beham and Fletcher used a 
histological classification as capillary, venous, cavernous, lym- 
phatic, and complex lesions. However, they reported that vessel 
type and size has no influence on symptoms and risk of recur- 
rence [4]. 

Regarding pathophysiology, it is suggested that nerve fibers 
and related neuropeptides such as calcitonin gene related pep- 
tide (CGRP) have some stimulating role in the development of 
these lesions [9]. Congenital causes and/or acquired stimulat- 
ing processes such as trauma and pregnancy are other theories 
considered responsible for the development of these lesions 
[5-10]. 

Calcified bodies on plain radiography (phlebolitis) may aid the 
diagnosis of IMH located at upper and lower limbs [10]. MRI is 
a potential diagnostic modality for IMH [11]. A characteristic 
appearance reflecting vascular and nonvascular components of 
tumor such as adipose and fibrous tissue facilitates the diagno- 
sis of these lesions. Marked hyperintensity on T2 images sec- 
ondary to the blood in large vessels and low signal structures 
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reflecting fibrofatty septa between vessels can be observed on 
MRI [11-12]. Angiography may expose the vascular structure 
and its relationships with the neuromuscular bundle; however, 
MRI is usually proves to be satisfactory. 

For treatment, complete excision is important due to the high 
rate of recurrence in case of incomplete surgery [4-13]. Hemor- 
rhagic complications are not common during surgery [8]. Allen 
and Elzinger reported 18% recurrence rate; 7% recurred more 
than once but all of these recurrences were local with no distant 
metastases observed [8]. Wild reported 11 cases and one recur- 
rence treated with adjuvant interferon alpha in his series [11]. 
Regarding predictors of recurrence, size of tumors and margin 
status are the only identified risk factors [13]. Mixed type was 
reported to have the highest rate for recurrence [8]. If surgical 
excision will result in functional impairment in adjacent tissue 
radiotherapy, sclerotherapy, and angiographic embolization are 
alternative treatment modalities [14-15]. On differential diag- 
nosis, angiosarcomas are the most important lesions to be con- 
sidered due to altered treatment and prognosis [8]. 

In conclusion, IMH originating from pelvic muscles was not re- 
ported previously to our knowledge. Pelvic location and complex 
appearance on radiologic images should raise suspicion of gy- 
necologic malignancy. 
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Ozet 

Basit kiriklarda pek cok tedavi secenegi olmasina ragmen kompleks kiriklarda ve 
eslik eden yaralanmalarin olmas! durumunda secenekler daralmakta ve en uygun 
yénteme karar vermede zorluklar yasanmaktadir. Proksimal ve distalden minimal 
invaziv plakli osteosentez ile tedavi ettigimiz dort pargali tibia kirigi ve akciger ya- 


ralanmasi olan olgumuzu sunduk. 
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Abstract 

Although there are many treatment options in complex fractures and following 
injuries in simple fractures, treatment choices become narrow and there will be 
difficulties in determining the most appropriate method. We have presented our 
case which involves a four-piece-tibial fracture and lung injury that we treated 


with plated osteosynthesis that minimally invasive from proximal and distal. 
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Giris 

Kirik iyilesmesinde yumusak dokularin ve kirik bélgesindeki kan 
dolasiminin uygulanan tedavi ile mimkin olan en az zarari gor- 
mesi kirik iyilesmesini hizlandirmakta ve enfeksiyona olan di- 
renci yikseltmektedir. Bu fikir minimal invaziv yontemle biyolo- 
jik fiksasyon tedavisinin gelismesine neden olmustur [1]. 40 ya- 
sinda arag disi trafik kazasi sonrasi 4 pargali tibia kirigi olan ol- 
gumuza proksimal ve distalden minimal invaziv plakli osteosen- 
tez uygulamamizi sunduk. 


Olgu Sunumu 

Arag disi trafik kazasi sonrasi sol tibiasinda pargali kirigi olan 
40 yasindaki erkek hastada ayn! zamanda akciger kontUzyonu 
ve pndmotoraks mevcuttu. Genel durumunun stabil olmamasi 
nedeni ile hastaya uzun bacak atel yapildi yogun bakim tinitesi- 
ne alindi. ikinci giintinde gene! durumu stabil olan hasta ortope- 
di klinigine alindi ywmusak doku y6niinden takip edildi. Yumusak 
dokunun, planladigimiz cerrahi mudahale icin uygun oldugu di- 
sunilerek besinci guniinde ameliyat edildi. 

Hastanin kirig! AO siniflamasina [2] gére 42-C2 tipi kirkti. Gus- 
tilo ve Anderson siniflamasina [3] gore tip |, Tscherne siniflama- 
sina [4] gore C-Il tip kirikti(Resim 1). 

Hastanin solunum problemi olmasi nedeni ile intramediller civi 
tedavisi emboli riskinden dolayi tercih edilmedi. Hastanin tim 
tibia boyunca dért pargali kirigi oldugundan acik cerrahi yiik- 
sek enfeksiyon ve kaynamama riskinden tercih edilmedi. Biyo- 
lojik bir tespit yontemi oldugu icgin minimal invaziv plakli osteo- 
sentez karar! verildi. 


Cerrahi Teknik 

Cerrahi proflaksi amaciyla sefazolin 1 gr. i.v uygulandi. Skopi al- 
tinda proksimal kirik rediikte edildikten sonra sag diz alti yak- 
lasik 5 cm anterolateral insizyonla girildi. Kemige ulasildiktan 
sonra 1 adet titanyum proksimal tibia plagi periost Uzerinden 
olarak kaydirilarak distale dogru ilerletildi. Plagin distaline uyan 
bdlgeye yaklasik 5 cmlik insizyonla girildi. Kirik hatt: agilmadan 
proksimal ve distalinden vidalarla plak sabitlendi. Tibia distalde- 
ki pargali kirik igin yaklasik 5 cm'lik distal anteromedial insizyon- 
la girildi. Kemige ulasildiktan sonra skopi esliZinde redtiksiyon 
yapildi ve dizilim saglandi. 1 adet distal tibia plagi kemik uze- 
rinden periost tzerinden kaydirilarak proksimale dogru ilerletil- 
di. Plagin proksimaline uyan bélgeye yaklasik 5 cm'lik insizyon- 
la girildi. Kirik hatti agilmadan proksimal ve distal vidalarla plak 
sabitlendi(Resim 2). Operasyon komplikasyonsuz yaklasik 2 sa- 
ate sonlandirildi. postoperatif UguincU glinde taburcu edildi. Has- 
ta koltuk degnefi ile sol alt ekstremiteye yuk vermeden mobilize 
edildi ve erken eklem hareketleri baslandi. 

Hastanin dordiincii ayindaki grafilerinde kaynama gecikmesi 
saptanmasi iizerine iliak kanatlardan alinan otogreftlerle kirik 
hatti greflendi. Hastanin birinci yilda kaynamasi tamdi. Hasta- 
da damar sinir hasari, enfeksiyon ve kisalik gibi komplikasyon- 
lar gorulmedi fakat sagittal planda 7° rekurvatum ve ayak bi- 
leginde 6° valgus deformitesi mevcuttu. Bunula birlikte diz ve 
ayak bilegi hareketleri tam olarak degerlendirildi. AKsamasi ve 
agri yakinmasi yoktu. Operasyondan 19 ay sonra implantlari ¢i- 
karildi. 


Resim 2. Ameliyat sonrasi ve 22. Ay kontrol grafileri 


Tartisma 

Minimal invaziv yontemle kiriklarin tespiti, klasik plak vida ile 
osteosentezin cerrahi, biyolojik ve biyomekanik prensiplerinde 
degisikliklere yol acgmistir. Klasik tespitte, kirik hematomunun 
temizlenerek kirik hattinda kompresyon ile kirigin mutlak sta- 
bilitesi amaclanirken, minimal invaziv yontemle tespitte, plagin 
atel vazifesi gorerek dizilimin saglanmasi ve kesin bir stabilite 
yerine rélatif stabilite amaclanir. Cerrahi teknikte kirik 6ncelik- 
le indirek olarak rediikte edilir ve kdpriileme gorevi géren uzun 
bir plak ile kirik hatti kopriilenecek sekilde periost Gzerinden os- 
teosentez yapilir. Rediksiyonda amag anatomik rediiksiyon de- 
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gildir ancak ekstremitenin uzunlugu, rotasyonu ve aksiyel dizili- 
mi saglanir. Kirik hattinda mikro hareket mevcuttur ve kallus ge- 
lisimi ile stabilite gelisir [5]. 

Bizim vakamizda oldugu gibi segmenter kiriklarda ve yumusak 
dokunun korunmasi gereken durumlarda tedavi secenekleri ara- 
sinda eksternal fiksatérlere guclu bir alternatif olarak minimal 
invaziv yontemler dikkat cekmektedir. Sirkiler eksternal fiksa- 
torler iyi bir tedavi segenegi gibi goriinse de pin dibi enfeksiyon- 
lar! ve sonucunda osteomyelit ve septik artrit riski her zaman 
mevcuttur. Ayrica eslik edebilecek pin gevsemesi, fiksatériin ki- 
rik kaynamasi icin gerekli sirede devamliligini engelleyebilmek- 
tedir. Kirik konsolidasyonu sonrasi cikartilan fiksatorlerden son- 
ra ge¢ deformite olusabilir [6]. 

Dar ve deforme kanal, siddetli ywmusak doku hasari, kompart- 
man sendromu, vaskiler hasar, mediller kanalin tam kontami- 
nasyonu, proksimal ve distal ekleme uzanan kiriklarda intrame- 
duller civilerin kullanimi 6nerilmemektedir [7]. Bizim vakamiz- 
da yumusak dokunun durumunun iyi olmamasi, segment sayi- 
sinin fazla olmasi nedeniyle dizilimin saglanmasinin gui¢ olmasi 
ve hastanin solunum sikintisinin olmasi nedeniyle intramediiler 
civi tedavi secenegi olarak distiniilmedi. 

Tibia kiriklarinda képrii plaklama, platoyu da igeren proksimal 
kirklarda, cisim kiriklarinda ve distal kiriklarda sik¢a kullanilir [8]. 
Tibia kiriklarinda minimal invaziv plakli osteosentez (MIPO) uy- 
gulamasi daha cok distal tibia kiriklarinda uygulanmis olup, hem 
proksimalden hem de distalden uygulanmis bir vaka literatiirde 
tanimlanmamistir. Bizim vakamizda oldugu gibi tim tibia aksi 
boyunca uygulanabilecek bir sistem mevcut degildir. 
den biz vakamizda tibia proksimal ve distal MIPO uygulamala- 
rint birlestirdik. 

MIPO kullanilmasiyla ilgili kaynamama, kaynama gecikmesi, 
yanlis kaynama, implant ile ilgili komplikasyonlar, damar sinir 
hasari, enfeksiyon gibi komplikasyonlar diisik oranda da olsa 
bildirilmistir [8]. Bizim vakamizda hic¢bir major komplikasyon g6- 
rulmedi. Fakat hastanin dordiincii ay grafisinde proksimal kirik 
hattinda radyolojik olarak kaynama belirtisi goriilmemesi Uzeri- 
ne miidahale edilerek otojen greftleme yapildi. 

Sonug olarak; Bizim olgumuzda oldugu gibi segmenter kiriklar- 
da proksimal ve distal MIPO uygulamasinin, eksternal fiksatore 
gucli bir alternatif olusturabilecegi kanaatindeyiz. 


Bu yuz- 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Giant Mediastinal Cystic Teratoma Involving 
Pancreatic Tissue and Showing Rapid Development 
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Ozet 

Nefes almakla artan gogiis agrisi olan, 23 yasindaki bayan hasta. Cekilen akciger 
grafisi ve Bilgisayarl! Tomografisinde Akcigerin orta lob medial kesiminde, kalp ve 
mediastinal yapilara basi yapan, 152 mm x 97mm, kalin kapsillii kistik lezyon go- 
ruldi . Hastanin 1 yil 6nceki akciger grafisinin normal oldugu , 6 ay 6nce cekilen 
akciger grafisinde sag mediastinal bélgede siipheli bir gédrtiniim oldugu tespit edil- 
di. Yapilan operasyonia kalin kapsiillii,1 70 mm x 100 mm kistik lezyon total olarak 
eksize edildi. Makroskopik olarak en biilyigii 10x6x2 cm,en kiigigii 5x3x1 cm Ol- 
ciilerinde 5adet koyu kahverenkli diizensiz doku parcalari bulunmaktaydi. Kitleden 
alinan doku orneklerinin incelenmesinde hiyalinize,fibrotik stroma i¢gerisinde lobi- 
ler yapilar olusturmus asinerler, duktuslar ve adaciklarin izlendigi pankreas doku- 
su gozlendi . Biz hizli biiyiime gésteren mediastende nadir rastlanan bu pankrea- 
tik kistik teratomu sunmak istedik. 


Anahtar Kelimeler 
Mediastinal Teratom; Ektopik Pankreas; Mediastinal Kist 


Abstract 

23 year old female patient having increasing chest pain by breathing. In her lung 
graphy and computed tomography there observed 152 mm x 97mm thick encap- 
sulated cystic lesion in the middle lobe medial part of lung that makes pressure 
on heart and mediastinal structures . It was also obtained that the lung graphy 
that had been taken a year ago was normal and a suspected view in right medias- 
tinal region of lung graphy that had been taken 6 months ago . With the surgical 
operation 170 mm x 100 mm thick encapsulated cystic lesion was totally excised. 
There were also 5 dark brownish random tissue parts which was 10x6x2 cm as the 
biggest and 5x3x1 cm as the smallest in size macroscopically. During examination 
on tissue smples that were taken out from the bulk, there observed a pancreatic 
tissue with acinars, ductusus and crawlings which creats lobular structures in 
hyalinizing fibrotic stroma We want to present this pancreatic cystic teratoma 
rarely seen in mediasten which shows rapid development. 
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Giris 

Matiir teratomlar primer mediastinal germ hicreli tiimérler 
iginde en sik gérilenidir ve mediastinal tumorlerin %10-20 sini 
olustururlar [1,2]. Mediasten yerlesimli teratomlar her ig germ 
yapragini da igeren mati dokulardan gelisir [1]. Mediastenal 
teratomlarinin Ug ayri sekli vardir; epidermoid kist, dermoid kist 
ve teratomlar. Genellikle ergenlik ¢caginda ve geng eriskinlerde 
saptanir. Selim teratomlar siklikla 6n mediastene yerlesmekle 
birlikte, akciZer parankimi icginde ya da paravertebral alanda da 
yerlesebilirler [1,3]. Benign mediastenal teratomlarin rezeksiyo- 
nu kur sagladigi icin radyoterapi ve kemoterapinin tedavide rolii 
yoktur. Gonadal teratom ile birlikteligi ol mayan mediastenal te- 
ratomlarda, nadiren pankreas dokusuna rastlanabilmektedir [1]. 
Biz, hizli buytiyen, nadir rastlanan pankreas dokusu igeren medi- 
astenal kistik teratomlu hastay! sunmak istedik. 


Olgu Sunumu 

22 yasinda bayan hasta; sag gogiste yaygin, batar tarzda, ne- 
fes almakla iliskili olmayan agri ile basvurdu. Yapilan muayene- 
de sag Ust zonda, anteriorda solunum seslerinin azaldigi tes- 
pit edildi. Cekilen akciger grafisi incelendiginde hastanin sag 
hemitoraksinda, kalp ile gogiis duvari arasinda komsuluk gos- 
teren, dizgiin sinirli, yaklasik 150 mm x 100 mm boyutlarin- 
da opak gortiniim tespit edildi (Resim 1c). Giineydogu Anado- 
lu bélgesinde gorev yapmamiz itibari ile kist hidatik 6n tanisi 
dustinilerek gerekli radyolojik ve biyokimyasal tetkikler isten- 
di. Cekilen toraks tomografisinde Akcigerde orta lob medial ke- 
simde, kalp ve mediastinal yapilara bas! yapan aksiyal boyutla- 
ri yaklasik 152 mm x 97 mm dlcillen cevre akciZer parankimi- 
ne belirgin basi yapip yaylanmaya sebep olan ve bu alanda kol- 
laps olusturan kalin cidarli kistik lezyon tespit edildi (Resim 2). 
Biyokimyasal tetkiklerde patolojik olarak Hemogramin 9,4 g/dl, 
CRP’nin 13,7 mg/dl, Amilazin 66,2 U/L, ALP’nin 112 U/L oldugu 
saptandi. Kist hidatik igin yapilan spesifik tetkikler normal ola- 
rak degerlendirildi. On mediastinal kitlenin timus, lenfoma, te- 
ratom ve seminom gibi 6n tanilarinin ayrimi icin istenen kan 


Resim.1. PA Akciger grafisinde kistin biiyiime siireci, Preoperatif 1 yil Gncesi(A), 
Preoperatif 6 ay 6ncesi(B), Ameliyattan Hemen Once(C), Postoperatif(D) 


a-fetoprotein, B-HCG ve CA 19-9 seviyelerinin hepsi normal gel- 
di. Hastaya tanisal amagli bronkoskopi yapildi, endobronsial kit- 
le tespit edilmedi. Brons lavajinin patoloji sonucu kronik infla- 
masyon olarak raporlandi. Hastanin daha onceki tetkikleri ince- 
lendiginde CRP’nin normal seviyelerde oldugu, amilazin stirek- 
li yuksek oldugu tespit edildi. Operasyondan 6 ay 6nce bas don- 
mesi nedeniyle gittigi bir dahiliye uzmanin istemis oldugu tet- 
kiklerde glukoz107 mg/dl ve 50 gr oral glukoz testi aglik 82 mg/ 
dl, 1 saat 123 mg/dl degerlerinde bulunmus, herhangi bir teda- 
vi 6nerilmemis. Onemli bir nokta ise hastanin 1 yil énceki akci- 
ger grafisinin normal oldugu (Resim1a), 6 ay 6nce cekilen akci- 
ger grafisinde sag mediastinal bolgede siipheli bir gériinuim ol- 
dugu tespit edildi (Resim 1b). Hizli biiyiiyen daha 6nce olmayan 
bir yap! olmasi nedeniyle hastaya operasyon Gnerildi. 

Sag lateral kas koruyucu torakotomi yapildi. Eksplorasyonda 
akciger parankiminde atelektazi disinda herhangi bir patolojiye 
rastlanmadi. Parietal plevra altinda anterior mediasten ile iliski- 
li akcigere kompresyon yapmis 170 mm x 90 mmx 100 mm bo- 
yutlarinda kistik doku palpe edildi. Kist iginden enjektorle 20 cc 
sivi aspire edildi. Sivinin siyah renkte ve bulanik oldugu géril- 
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Resim 3. eke G6rtinim(A-B), Mikroskopik G6riintim(C-D) 
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di. Alinan 6rnek mikrobiyolojiye gonderildi. Kistin gergin olmasi 
ve eksizyonu engellemesi nedeniyle 500 cc sivi igerik aspirator 
ile bosaltildi ve sivi patolojiye gonderildi. Daha sonra kistik yap! 
kiint ve kesin diseksiyonla total olarak eksize edildi. Eksizyon 
sonrasi yapilan incelemede kist cidarinin kalin (10mm-20 mm) 
oldugu tespit edildi. Gogus iginde baska patolojiye rastlanmadi. 
Cikarilan spesmenin histopatolojik incelemesi ektopik pankreas 
dokusu igeren mati kistik teratom olarak raporlandi. Makros- 
kopik olarak; en buyUgii 10x6x2 cm,en kiigigti 5x3x1 cm Gl¢ii- 
lerinde 5adet koyu kahve renkli diizensiz doku pargalari bulun- 
maktaydi (Resim 3a, 3b). Kitleden alinan doku érneklerinin ince- 
lenmesinde hiyalinize,fibrotik stroma igerisinde lobiler yapilar 
olusturmus asinerler, duktuslar ve adaciklarin izlendigi pankre- 
as dokusu gozlendi. Ayrica pankreas cevresinde fokal alanlarda 
gastrik mukoza, ince bagirsak mukozasi,solunum epiteli ile ara- 
larda cizgili ve diz kas dokulart izlendi (Resim 3c,3d). 

Hastanin ameliyat sonras! kontrollerinde herhangi bir patoloji 
rastlanmadi (Resim 1d). Ameliyat sonrasi yapilan yetkilerde he- 
mogram, CRP ve glukoz degerlerinin normal, Amilaz degerinin 
yliksek(70 U/L - 150 U/L) sevilerde devam ettigi tespit edildi. 


Tartisma 

Teratomlar Ug germinal tabakadan olusan anormal doku bi- 
rikimi olarak tanimlanmistir. ilk mediastinal teratom olgusu 
1823’te tanimlanmistir [1]. Nasil gelistigi heniz tam anlamty- 
la agiklanabilmis degildir. Bu anomalinin gelisiminden sorumlu 
iki embriyolojik teori vardir. Birincisi; ventral primer 6n bagirsak 
(foregut) pluripotent epitel hicrelerin anormal farklilasmasi so- 
nucu gortlen ekzokrin pankreas dokusunun, heteroplastik doku 
olarak mediastene yerlesmesidir. ikincisi ise; pankreastaki hiic- 
relerin migrasyon ya da lokal olarak farkli bolgelere gitmesidir 
[3]. Ozellikle ge¢ adolesan dénemde gorilliir [1]. Bizim olgumuz 
da 22 yasinda bayan hastadir. 

Gonadal teratom ile birlikteliZi olmayan mediastinal teratom- 
larda, nadiren pankreas dokusuna rastlanabilmektedir. Yapilan 
otopsilerde ektopik pankreas dokusunun gortilme oran! %2 ola- 
rak belirtilmistir ve bunlarin buytik kismi (%70-90) gastrointes- 
tinal traktusta gortilmektedir [3,4]. Suda ve ark. 469 teratom 
olgusunu igeren calismalarinda, 17 olguda (%3.62) pankreatik 
doku i¢geren teratom saptanmistir. Bunlarin 11’i (%2.34) anteri- 
or mediastende, besi (%1) sakrokoksigeal bélgede ve biri retro- 
peritoneal boslukta saptanmistir[5]. 

Ektopik pankreas dokusunun patolojik tanisin! koymak icin im- 
miuinofloresan ¢alisma ile insulin igeren endokrin kisimlari gés- 
terilebilir. instilin, glukagon, somatostatin ve pankreatik poli- 
peptid gibi farkli pankreatik hiicre tipleri de gorulebilmektedir 
[5]. Bizim olgumuzun kitlesinden alinan doku 6rneklerinin ince- 
lenmesinde hiyalinize, fibrotik stroma i¢gerisinde lobiiler yapilar 
olusturmus asinerler, duktuslar ve adaciklarin izlendigi pankreas 
dokusu gézlendi. immiinofloresan calisma yapilamadi. 

Siklikla asemptomatik olup lezyonun biiyiikliigiine gore basi bul- 
gular, plevral araliga riiptiire bagl1 semptomlara neden olurlar 
ve cogu baslangicta yakinmasiz olup grafilerde tesadiifen rast- 
lanilmaktadir [1,3,6]. 

En sik gériilen komplikasyon olan komsu organ basis! nedeni ile 
mediastinal teratomlarin %97’sine tani direkt toraks radyogra- 
fileri ile konulabilir [1]. Radyolojik olarak genelde diizgtin kontur- 
lu bir kitle seklinde gorulir. Tomografi teratom i¢gindeki dokula- 


rin tanimlanmasinda, lezyonun biiyUkligu ve cevre dokuya yap- 
tig1 kompresyon hakkinda yardimcidir. Manyetik rezonans cevre 
dokularla iliskisinin daha net degerlendirilmesini saglar [7]. Bi- 
zim vakamizda da akciger grafisinde dizgiin sinirli, yaklasik 150 
mmx 100 mm boyutlarinda opak goriiniim tespit edilidi. Toraks 
tomografisinde akcigerde orta lob medial kesimde, kalp ve me- 
diastinal yapilara basi yapan aksiyal boyutlari yaklasik 152 mm 
x 97 mm dlciilen ¢evre akciZer parankimine belirgin basi ya- 
pip yaylanmaya sebep olan ve bu alanda kollaps olusturan ka- 
lin cidarli kistik lezyon tespit edildi. Bu timorler literatiirde kis- 
tik ve solid olup, yavas biiyirler ve bunlarin cogu da kistiktir . Bi- 
zim olgumuz literatiire ters olarak 6 ay iginde hizla buylk boyut- 
lara ulasmistir. 

Benign mediastinal teratomlarin rezeksiyonu kur sagladigi icin 
radyoterapi ve kemoterapinin tedavide rolii yoktur. Tam rezek- 
siyon uzun sag kalim saglamaktadir. Median sternotomi siklikla 
timort ¢ikarmak ic¢in tercih edilen yoldur ama tUumoriin capi, lo- 
kalizasyonu ve ekspansiyonuna baéli olarak posterolateral veya 
anteroposterior torakotomi de secilebilmektedir. Tedavi sonu¢- 
lari olduk¢a iyidir [8]. Bizim olgumuzda da cerrahi rezeksiyon to- 
tal yapilmis olup takiplerde niiks yada baska bir komplikasyon 
gelismemistir. 


Sonuc¢ 

Mediastinal teratomlar nadir olarak gortilmektedir ve total re- 
zeksiyon sag kalimda en 6nemli faktérdiir. On mediastinal kit- 
lelerde teratomlar akilda tutulmali ve igeriginde pankreas dahil 
tiim organlarin olabilecegi unutulmamalidir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar gakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Primer gliosarkom, glial ve metaplazik mezenkimal komponentlerden olusan, bifa- 
zik, nadir gortilen, koti prognozlu intrakranial bir tiimordiir ve yasamin 6. ve 7. de- 
kadinda daha sik gorilltir. Gliablastomun bir varyanti olmasina ragmen ancak ge- 
netik profili glioblastomdan farklidir. Gliosarkomda sarkomat6z komponent, pro- 
lifere olan tumor damarlarinin malign transformasyonu ile olusur. Tumér karak- 
teristikleri; yas, cinsiyet, irk, tiimér capi, yerlesim, sagkalim oranlari, radyoterapi 
kullanimi tim malign glial neoplazmlar ile benzerdir. Gliosarkoma klinik olarak ag- 
resif seyirli olup olduk¢a kotii bir prognoza sahiptir. Glioblastom gibi tedavi edil- 
mesi onerilmektedir. Bu yazimizda primer gliosarkom nedeniyle takip ettigimiz iki 


hasta, hastaligin nadir gériilmesi nedeniyle giincel literatiir esliZinde tartisilmistir. 


Anahtar Kelimeler 
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Abstract 

Primary gliosarcoma is a kind of tumor, which is a biphasic, rarely seen and com- 
posed of glial and metaplasial mesenchymal components with a poor prognosis 
that more common in the 6th and 7th decades of life. Although it is a variant of 
glioblastoma, the genetic profile is different from glioblastoma. In gliosarcoma, 
sarcomatous components arise from proliferating tumor vessels with malignant 
transformation. Tumor characteristics is similar with all malignant glial neoplasm, 
in the meaning of age, gender, race, tumor size and location, survival rates and 
the use of radiation therapy. Gliosarcoma, which is clinically aggressive, has con- 
siderably poor prognosis. It is recommended to be treated like glioblastoma. In 
this article, two patients that followed with primer gliosarcoma have been dis- 


cussed in recent literature because of the rarity of disease. 
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Giris 

Primer gliosarkom, glial ve mezenkimal diferansiyasyon géste- 
ren, bifazik, nadir gorulen, kot prognozlu intrakranial bir tumor- 
dur ve yasamin 6. ve 7. dekadinda daha sik gorilur [1]. World 
Health Organization (WHO) 2007 santral sinir sistemi timorle- 
ri histolojik siniflandirmasinda Grade IV olarak tanimlanmistir. 
Gliosarkom'lar glioblastom varyanti olup, % 1.8-2.8’sini olus- 
turur [2]. 

Bu yazimizda primer gliosarkom nedeniyle takip ettigimiz iki 
hasta, hastaligin nadir gorulmesi nedeniyle guncel literatuir es- 
liginde tartisilmistir. 


Olgu Sunumlari 

Olgu 1 

Hastanemize epileptik atak, fasial paralizi, konusmada zorlan- 
ma, basagrisi ve sol tarafta uyusma ile basvuran 72 yasinda- 
ki kadin hasta serebrovaskiler olay 6n tanisiyla hastaneye ya- 
tirildi. Hastaya cekilen difizyon Manyetik rezonans goriintile- 
me (MRG)'de sag parietal lobda dura ile baglantis! bulunmayan, 
presantral girus posteriorunda cevresel yogun kontrast tutulu- 
mu gosteren 1.8 x 1.3 cm kitle lezyonu, MRG Spektroskopi’de 
de noradrenalin dizeyinde diistikliik, laktat ve kolin diizeylerin- 
de belirgin artis bulgular! saptandi. Bu bulgularla yiksek gradli 
glial tlmér lehine dustinilen hastaya beyin cerrahisi tarafindan 
sag frontoparietal kraniotomi ile gross total eksizyon uygulan- 
di. Histopatolojik incelemede glioblastom ve sarkomat6z alan- 
lar igeren bifazik doku paterni tespit edildi ve gliosarkom olarak 
degerlendirildi (Resim 1 ve 2). 

Hastaya operasyon sonrasi izosentrik alan teknigi kullanilarak 
6 MV fotonlarla 2 Gy/fraksiyon dozunda primer timoér+6dem+2 
cm bélgesine 46 Gy sonrasinda, primer timor+6dem+1,5 cme 
14 Gy boost yapilarak toplam 60 Gy eksternal Radyoterapi (RT) 
uygulandi. Ayrica RT ile es zamanli olarak 75mg/m2 Temozola- 
mid kemoterapi (KT)’si aldi. RT sonrasi 9. ayda hastaligina bag- 
lt kaybedildi. 


Olgu 2 

Basagrisi ve sag kol ve bacakta gti¢siizllik nedeniyle yapilan 
basvuran 58 yasinda erkek hasta beyin timoru 6n tanistyla has- 
taneye yatirildi. Cekilen kontrastli Beyin MRG’da, sol parieto- 
temporalde yaklasik 5 cm ¢apinda kitle tespit edildi. Subto- 
tal rezeksiyon uygulanan hastanin operasyon patolojisi glio- 
sarkom olarak degerlendirildi. Ardindan klinigimizde izosentrik 
alan teknigi kullanilarak 6 MV fotonlarla 2 Gy/fraksiyon dozun- 
da primer tumér+6dem+2.5 cm bélgesine 46 Gy sonrasi, pri- 
mer tiimér+6dem+2 cme 14 Gy boost yapilarak toplam 60 Gy 
eksternal RT uygulandi. Ayrica RT ile es zamanli olarak 75mg/ 
m2 Temozolamid KT’si aldi. RT sonrasi 9. ayda intrakranial abse 
nedeniyle recerrahi uygulanan hastada rezidii tumor dokusuna 
rastlanmadi. RT sonrasi 14. ayinda sirtinda ekspansil kitle orta- 
ya cikan hastanin sag toraks duvarindan alinan biyopsisi ma- 
lign mezenkimal timor olarak geldi ve definitif amacli KT al- 
masi planlandi. RT sonrasi 16. ayinda takibi devam etmektedir. 


Tartisma 

Gliosarkom terimi ilk kez 1898 yilinda H.Strobe tarafindan kul- 
lanilmis ve 1954 yilinda da |. Feigin tarafindan iki farkli karak- 
terdeki kaynaktan gelistigi gosterilmistir. Gliasarkomlar 6nce- 


Resim 1. Olgu 1’in HemotoksilenX100 gliomat6z ve sarkomatoz alanlar 


Resim 2. Olgu 1’in Vimentin X100 gliamat6z ve sarkomatoz alanlar 


sinde gliablastom olup olmamasina gore primer ve sekonder 
gliablastomlar olarak ikiye ayrilirlar. Sekonder gliosarkomlar 
gliablastom rekirrensi tanisi ile opere edilen hastalarda tespit 
edilmektedir [3]. Gliosarkomlu hastalarin en sik basvuru semp- 
tomlart; bulanti, fokal norolojik defisit, basagrisi gibi intrakrani- 
al basing artisina bagli olarak gériilen semptomlardir. Glioblas- 
tomlarda metastaz nadiren goriliir. Gliosarkomlar ise glioblas- 
tomlardan daha sik olsa da, nadiren metastaz yaparlar [4]. Bazi 
vakalarda ekstran6éral disseminasyonla akciger, kemik ve lenfa- 
tik ganglionlara yayildigi gdsterilmistir [3]. 

Gliablastomun bir varyanti olmasina ragmen ancak genetik pro- 
fili. farklidir. Gliosarkomda sarkomat6z komponent, prolifere 
olan timér damarlarinin malign transformasyonu ile olusur [1]. 
Glial hicrelerden kaynaklanan gliomat6z ve sarkomat6z kompo- 
nentlerin her ikisinden de ayni genetik profiller elde edilmistir. 
Bitiin bunlar, monoklonal orjin kavramini ve sarkomat6z kom- 
ponentin anormal mezenkimal diferansiyasyonla malign astro- 
sitik neoplazma doéniisumiint destekler [5]. 

Timor karakteristikleri; yas, cinsiyet, irk, tumor capi, yerlesim, 
sagkalim oranlari ve tedavi yontemleri tim malign glial tumér- 
ler ile benzerdir [1]. Multimodal tedavi yéntemlerine ragmen 
prognozu kotudir. Glioblastom gibi tedavi edilmesi 6nerilmek- 
tedir [4]. 

Histopatolojik evreleme, neoplazmin biyolojik davranisinin tah- 
min edilmesinin bir yoludur. Klinikte timor gradi, adjuvan RT 
ve spesifik KT protokollerinin tedavide secimi etkileyen 6nem- 
li bir faktordiir. Tedavi secimini etkileyen diger bir faktér de ge- 
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nomik 6zellikleridir. Gliomat6z komponent, endotelyal prolife- 
rasyon ve nekrozun izlendigi astrositik diferansiyasyon géste- 
ren malign hiicrelerle tanimlanir. DiZer komponenti ise mezen- 
kimal igsi hiicrelerden olusur. Gliomat6z komponentinde glial 
fibriller asidik protein (GFAP) pozitif’dir. Genetik profili, seyrek 
EGFR amplifikasyonu disinda primer glioblastomlara benzerdir 
[6]. Ancak, O6-metilguanin DNA metil transferaz (MGMT) meti- 
lasyonu ve izositrat dehidrogenaz (IDH) 1/2 mutasyonlari hak- 
kinda ise bilgiler sinirlidir. 

Pek cok arastirmaci, gliosarkomlu hastalarda farkli kemote- 
rapotik ajanlar denemislerdir. Hatta baz! arastirmacilar kendi 
hastalarina kemoterapi bile 6nermemistir. Guncel bir calisma- 
da, baslangicta glioblastom tanisi ile RT es zamanli Temozola- 
mid KT’si sonrasi sekonder gliosarkom gelisen hastalarda Te- 
mozolamid KT’sinin sagkalim oranlarini disirdigii gosterilmis- 
tir [7]. Bu fark, glioblastom ve gliosarkomun farkli genetigi ve 
KT’ye cevabinin farkli olmasiyla aciklanabilir. Bir baska retros- 
pektif ¢alismada, primer gliosarkomlu 12 hastada % 50’sinde 
MGMT pozitifligi ve sagkalima katkisi gésterilmistir [8]. 
Gliosarkom klinik olarak agresif seyirli olup oldukga kotii bir 
prognoza sahiptir. Bu hastalarda Temozolamid KT’si kullanimi- 
nin sagkalima etkisi, MGMT ve IDH 1/2 mutasyonlarinin, hasta- 
ligin tedavisini y6nlendirmedeki rolii gibi konular hala aydinla- 
tilamamistir. Agresif seyirli ve nadir goriilen bu hastaligin, 6n- 
celikle histopatolojik olarak taninmasi, prognostik faktorlerin ve 
yonetiminin aydinlatilmasi igin yeni calismalara ihtiyag oldugu- 
nu distiniiyoruz. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Onodi hiicre optik sinir ile siki bir sekilde baglantilidir. Onodi hiicre patolojileri, 
kompresyon sonucu optik néropati ve gérmede bozulmaya neden olabilir . Bize on 
giin icinde bas agrisi ve gormede ilerleyici kayip sikayetiyle basvuran 13 yasinda- 
ki erkek hastada Onodi hiicreli mukosel’in neden oldugu retrobulber optik néropa- 
ti tablosunu belirledik. Multi-slice paranazal bilgisayarlt tomografi ve kranial man- 
yetik rezonans gértintiileme, sol sfenoid sintisden kaynaklanan bir retansiyon kisti 
(Onodi hiicreli mukosel) ve inflamasyonla uyumlu olarak raporlandi. Hasta herhan- 
gi bir komplikasyon olmadan basarili bir sekilde transnasal sfenoetmoidektomi 
ile tedavi edildi. Histopatolojik degerlendirmede poliplerde Onodi Hiicreli Mukosel 
tespit edildi. Ameliyat sonrasinda hastanin gorme keskinligi tam iyilesti. Akut veya 
kronik gorme kaybi sikayetiyle g6z , kulak burun bogaz ve cocuk doktorlarina bas- 
vuran cocuk hastalarda tespit edilen retrobulber optik noropati etyolojisinde ono- 
di hiicreli mukoselide unutmamak gerekir. 


Anahtar Kelimeler 
Mukosel; Optik Néropati; Cocuk 


Abstract 

Onodi cell is intimately related to the optic nerve. Onodi cell pathologies may 
result compressive optic neuropathy and poor visual outcome. We have identified 
for the first time in the 13-year-old male patient retrobulbar optic neuropathy 
caused by mucocele in an Onodi cell. This case presented with headaches and 
progressive loss of vision in his both eye within ten days. Multi-slice paranasal 
computed tomography and cranial magnetic resonance imaging showed a reten- 
tion cyst (Onodi cell mucocele) that arouse from left component of the sphenoid 
sinus, and Onodi cell inflammation. The patient was treated successfully by elec- 
tive transnasal sphenoethmoidectomy without any complications. Histopathologi- 
cal evaluation revealed polyps in Onodi cell. Postoperatively, the patient’s visual 
acuity full were recovered. Ophthalmologists, otorhinolaryngologists, and pedia- 
tricians should consider Onodi cell mucocele in the etiology of retrobulbar optic 
neuropathy when a pediatric patient presents with acute or chronic loss of vision. 
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Introduction 

The Onodi cell was first decribed by Adolf Onodi in 1904. The 
Onodi cell is recognized as an anatomical variant, where the 
most posteriorly-positioned ethmoid cells enlarges into the 
body of the sphenoid bone that surround the optic nerve, which 
pneumatizes laterally and superiorly to the sphenoid sinus. Its 
clinical significance relates to the relative position of the On- 
odi cell to the optic nerve1,2. In the literature, the incidence of 
Onodi cells varies from 8-to1 3% in the radiological findings but 
the rate is % 60 in cadaveric studies1.It has been reported to 
be more prevalent in Asia compared to the Western countries 
(60% vs. 39%)3. In the recent study, Onodi cells were observed 
more frequently in the Far East than in Western countries and 
98.1% of them were identified on preoperative paranasal si- 
nus computed tomography4. Many cases of large spheno-eth- 
moidal mucocele manifesting as visual disturbances have been 
reported. However, isolated mucocele of an Onodi cell causing 
optic neuropathy is rare. Isolated mucocele an Onodi cell is an 
extremely unusual cause of compressive optic neuropathy2,5. 
Compressive retrobulbar optic neuropathy secondary to muco- 
cele in Onodi cells and optic neuropathy secondary to sinusitis 
in Onodi cells have been reported in adult patients 1-8. Here, 
we present the first report of a pediatric patient with bilateral 
gradual loss of vision due to an isolated Onodi cell mucocele, 
with full recovery after elective surgery. 


Case Report 

A 13-year-old male patient presented to our clinic with loss of 
vision in both eyes that started 15 days previously and gradu- 
ally worsened, accompanied by headache. He had no history of 
nasal or paranasal sinus inflammation or surgical manipulation. 
An ophthalmological examination indicated a best corrected vi- 
sual acuity of 5/10 in the right eye, and vision in the left eye 
was limited to counting fingers at 1 m. Intraocular pressure and 
eye movements were normal in both eyes. However, the patient 
showed a relative pupillary defect and color vision deficiency. A 
fundus examination revealed that both optic discs were edema- 
tous. Neurological examination results were otherwise normal. 
Biochemical, hematologic, and immunological markers were 
normal. Skull radyography showed no abnormalities. Under a 
diagnosis of suspected bilateral optic neuritis, the patient was 
given oral amoxicillin-clavulanic acid and intravenous methyl- 
prednisolone. On day 3 of treatment, the best corrected visual 
acuity had improved to 10/10 in the right eye, although there 
was no improvement in the left eye. 

Differential diagnoses were retrobulbar optic neuritis, infective 
optic neuropathy, compressive optic neuropathy and posterior 
ischaemic optic neuropathy. Multislice computed tomography 
(CT) of the paranasal sinuses revealed Onodi cell inflammation 
in the left component of the sphenoid sinus, in close proxim- 
ity to the course of the optic nerve (Fig. 1). Cranial magnetic 
resonance imaging (MRI) showed a retention cyst measuring 
17 x 13.9 mm (Onodi cell mucocele), originating from the left 
component of the sphenoid sinus, and lying next to the left op- 
tic canal. The cyst was isointense on fluid attenuated inversion 
recovery (FLAIR) images, hypointense on T1-weighted images, 
and hyperintense on T2-weighted images (Fig. 2). A radiological 
diagnosis of compressive retrobulbar optic neuropathy second- 


ary to an Onodi cell mucocele was made. 

The patient underwent transnasal sphenoethmoidectomy. The 
diagnosis was confirmed intraoperatively. The retention cyst in 
the left sphenoid sinus was drained. Histopathological examina- 
tion revealed a cystic mass rich in ciliated epithelium, fibrosis, 
hyalinization, and interstitial tissue. A postoperative ophthalmic 
examination at 1 week showed a best corrected visual acuity 
of 10/10, normal pupillary light reflex, and normal color vision. 
There were no problems during the 8-year follow-up, and the 
patient has remained stable. 


Discussion 

Onodi cell is intimately related to the optic nevre. Thus, Onodi 
cell pathologies may result in ophthalmological complication 
as a rhinogenic optic neuropathies and poor visual outcomes. 
Retrobulber optic neuropathy caused by mucocele may be ex- 
plained by several mechanisms. Optic neuropathy is caused by 
mechanical compression of the optic nerve, circulatory distur- 
bance of the vasa nervorum due to the mechanic compression, 
or optic neuritis due to inflammation1-3,5. 

Radiologic imaging is essential to preoperative diagnosis; 
specifically, CT scans are required to demonstrate anatomi- 
cal variations. If the thickness of the slices is greater than the 
width of the Onodi cell, variations cannot be differentiated1,6. 
MRI scans are also required to determine the protein content 
of the Onodi cell material and to differentiate the nature of 
the lesion, including mucocele, pyocele, and tumor2. We estab- 
lished the diagnosis, as described in the literature, by CT of 
the paranasal sinuses and cranial MRI. Multislice paranasal CT 
and cranial MRI showed a retention cyst (Onodi cell mucocele) 
measuring 17 x 13.9 mm and arising from the left component 
of the sphenoid sinus, and Onodi cell inflammation (Fig 1,2). All 
reported cases of optic neuropathy secondary to an isolated 
Onodi cell mucocele have been in adult patients 1-3,5,7-8. ina 
41-year-old male patient; by Kitagawa et al.7 in a 73-year-old 
male patient; by Lim et al.3 in a 60-year-old male patient; by 
Wu et al.1 in a 28-year-old male patient; by Fukuda et al.2 ina 
45-year-old male patient; and by Taflan et al.6 in a 61-year-old 


Figure 1. Multislice computed tomography images of the paranasal sinuses reveal 
Onodi cell inflammation in the sphenoid sinus, in close proximity to the course of 
the optic nerve (arrows). 
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Figure 2. Cranial magnetic resonance images show a retention cyst (Onodi cell 
mucocele) lying next to the left optic canal, with an isointense appearance on axial 
cross-section FLAIR (arrows). 


female patient. Fukuda et al.8 reported a bilateral case in a 79- 
year old female patient. The youngest patient reported to date, 
by Wu and colleagues, was 28 at the time of diagnosis. To our 
knowledge, our patient represents the first reported pediatric 
case. As such, this case demonstrates that Onodi cell mucocele 
should be included in the etiology of compressive optic neuropa- 
thy in pediatric patients. 

The best surgical approach is the subject of conjecture among 
surgeons. The transcranial approach may minimize the risk of 
optic nerve injury when a small Onodi cell mucocele is close 
to the optic nerve. However, brain parenchyma injury, leakage 
of cerebrospinal fluid, and possible contamination of the cere- 
brospinal fluid by mucocele contents are frequent and serious 
complications of this approach2. The endoscopic, transnasal 
approach lacks these complications and is a less invasive tech- 
nique. The patient was treated successfully by elective trans- 
nasal sphenoethmoidectomy without any complications. Vision 
has been fully restored. In our patient we saw that an immedi- 
ate decompression of the optic nerve led to considerable im- 
provement of visual acuity and field, even in a case of drastic 
functional impairment. 

In conclusion, ophthalmologists, otorhinolaryngologists, and 
neuroradiologist should be familiar with the rare occurrence of 
the Onodi cell mucoceles causing optic neuropathy. As delays 
in diagnosis and treatment increase the risk for vision loss, it 
is crucial to approach such cases in a multidisciplinary manner, 
maintaining close contact among medical staff. Ophthalmolo- 
gists, otorhinolaryngologists, and pediatricians should consider 
Onodi cell mucocele in the etiology of retrobulbar optic neu- 
ropathy in pediatric patients presenting with acute or chronic 
loss of vision. 
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Ozet Abstract 


Hastalar bombal saldirinin ardindan blast, penetran ve yanik bilesenleri olan fark- After a bombing attack, patients were brought into hospital suffering from a com- 


li yaralanma kombinasyonlari ile politravma olgulari olarak hastaneye getirilirler. bination of injuries caused by the blast, penetrating injuries and burns which as 


Bombalama sonucunda olusan penetran torakoabdominal yaralanmalarda kardi- a case of polytrauma. In penetrating thoracoabdominal injuries due to bombing 


Yaliovote lanes oles ite OI AUnUTe en ates etx ac ccub anda penc iat kordiyak possibility of cardiac injury should be kept in mind. Penetrating cardiac injuries 
aralanma nadir gériilmekle birlikte yuksek mortalite ve morbiditeye sahiptir. Bazi 

; e : u in children are rare but has a high mortality and morbidity. In some cases there 

durumlarda penetran kardiyak yaralanma tanisi koymada zorluk yasanabilir. Ca- 


lismamizda bombalama eylemi kaynakli penetran kalp ve karaciger yaralanmas! 
ayrica yaniklari olan politravmal! gocuk olgunun tani, tedavi ve takip siirecini pay- 
lasmak istedik. 
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may be difficulty in diagnosis of penetrating cardiac injury. In this case we want 
to share the diagnosis, treatment and follow-up processes of penetrating cardiac 


and hepatic injury with burns of a politrauma child due to bombing. 
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Giris 

Penetran kardiyak yaralanmalarin yuksek oranda 6limcil oldu- 
gu ve hastaneye sag gelen olgularin yaklasik %80’ inin hayatini 
kaybettigi bilinmektedir [1]. Cocuklarda nadir goriilen penetran 
kardiyak yaralanma konusunda literatiirde bilgi yetersiz olup ya- 
yinlanan olgu serileri incelendiginde pediyatrik yas grubunda- 
ki kardiyak travmalarin oncelikli nedeni kazalarin neden oldugu 
kiint travmalardir [2]. 

Cocuklarda penetran kardiyak travma dramatik ve 6dliimctldir. 
Hastalarin ¢ogu sok tablosunda veya 6lui olarak hastaneye ge- 
tirilmektedir [3]. 

Makalemizde bombalama eylemi kaynakli penetran kalp ve ka- 
raciger yaralanmasi ayrica yaniklari olan politravmal! gocuk ol- 
gunun tani, tedavi ve takip stirecini paylasmak istedik. 


Olgu Sunumu 

12 yasinda erkek hasta, bombalanma sonucu olusan sarapnel 
yaralanmasi ve yanik nedeniyle acil servisimize getirildi. Fizik 
muayenesinde, genel durumu kotii ve entiibe olan hastanin kalp 
hizi: 150 atim / dk, tansiyon: 80 / 60 mmHg Olciildii. Epigastrik 
bdlgede ksifoid ¢ikinti alt ucundan baslayarak saga oblik seyre- 
den 10 x 5 cm boyutunda, dikddrtgen seklinde, kanayan karaci- 
ger parcalarinin viicut disina giktigi yaralanmasi mevcuttu. G6- 
gus 6n kisminda ve sirtta cok sayida kticiik sarapnel girisi vardi. 
Yiiztin tamaminda 3. derece, her iki el sirti ve avuclarda 2. dere- 
ce yanik ayrica sag alt ekstremite ile bilateral Uist ekstremitede 
4x 4 cm boyutlarini asmayan multiple agik yaralanma mevcut- 
tu. Kardiyak yaralanma disiinilen hastada, zayif hemodinamik 
verilere ragmen yapilan bilgisayarli tomografi’de (BT) kalp ya- 
ralanmasi gorulmedi. Sol hemitoraksta, plevral efUzyon ve kon- 
tizyon tespit edilen hastaya gégiis tipt takildi. Drenaj sistemi- 
ne aktif kanama olmadigi gézlendi. Hasta karaciger laserasyo- 
nuna mudahale edilmek dzere acil ameliyata alindi. Batin eks- 
plorasyonunda karaciger segment 4a’y! igeren laserasyon ve ak- 
tif kanama odaklari oldugu gézlendi. Kanamanin kontrol alti- 
na alinmasi esnasinda diyafragma centrum tendineum anterio- 
runa uyan bdlgede batina kanayan 0,5 cmilik yaralanma tespit 
edildi. Bunun tzerine yapilan sol anterior torakotomide perikar- 
diyal hematom ve kanayan perikard yaralanmasi goérildi. Kar- 
diyovaskiler cerrahi ameliyata dahil oldu. 0,5 cmilik perikardi- 
yal yaralanma apex’e uzun eksende yaklasik 2 cm mesafedey- 
di ve aktif olmayan kanamasi mevcuttu. Kalp perikard icinde 
sola deviasyon gésterirken, sag atrium Uzerinde hematom var- 
di. Perikard, yaralanma sahasindan frenik sinir korunarak kalbin 
luksasyonuna sebep olmayacak sekilde aorta dogru yeterli eks- 
pojure saglanana kadar agildi. Perikardiyal hematom bosaltil- 
di. Sag ventrikiil diafragmatik yuiziinde ve aneriorda 2 adet 0,5 
cmlik kardiyak yaralanma goriildi. Aktif kanama yoktu. Yaralan- 
ma sahalari 4 - O prolen ile primer sitUrasyonla onarildi (Resim 
1). Kanama kontrolu yapilarak perikard agik birakildi. Diyafrag- 
madaki yaralanma primer sitirle onarildi. Toraks’In kapatilma- 
sini takiben batin yaralanmasina mUudahale edilerek lasere ka- 
raciger segmentinin uclari birbirine yaklastirildi. Ayrica trans- 
vers kolondaki 3 adet, jejenumdaki 2 adet perforasyon primer 
suture edildi. Hasta ameliyat sonrasinda pediatrik yogun bakim 
olmamasi nedeniyle genel yogun bakima alinarak 10 gtin sorun- 
suz, entiibe takip edildi. 11. giin oksijen satiirasyonunda diisme 
(SaO2 < 90) olan hastanin akciger grafisindeki sol plevral efiiz- 


yon nedeniyle tip torakostomi yapildi. Oksijen satiirasyonu ted- 
ricen duismeye devam eden hasta, gelisen alveolar 6demin mor- 
tal seyreden akut respiratuar distress sendromu (ARDS) tablo- 
suna ilerlemesiyle ameliyattan 15 giin sonra kaybedildi.(Resim 
2). 


Resim 1. Anterior torakotomi yapilarak eksplore edilen kalbin sag ventrikiil penet- 
ran yaralanma sahalari ve primer suturasyonla tamiri goriilmektedir. 


} 4 4" 
i 


Resim 2. P-A akciger grafisinde, yaygin alveolar 6demle karakterize buzlu cam g6- 
ruinttisi.( ARDS akcigeri ) 


Tartisma 
Patlayici saldirilari tehdidi, diinya gapinda bir sorun haline gel- 
mistir. Bombalama patlayici saldirilarinda tercih edilen bir y6n- 
temdir [4]. Bombali saldiriy: takiben hastalar blast etkisi, penet- 
ran yaralanma ve yanik bilesenlerinin kombinasyonlari ile po- 
litravma olgulari olarak yerel hastanelere ve hekimlere getirilir 
[5]. Bu hastalara yaklasim ve tedavideki 6zellik travma cerrahla- 
rive acil hekimleri igin giderek daha 6nemli hale gelmektedir [6]. 
Hastamiz penetran kalp ve karaciZer yaralanmasi, vcudun 
farkli bélimlerindeki yaniklar ve blast yaralanmasiyla bombali 
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saldirida yaralanmaya dair tiim bilesenleri igermekteydi. 
Prekordiyal yaralanmasi olan tiim hastalarda kardiyak laseras- 
yon ihtimali akilda tutulmalidir [7]. Penetran kalp yaralanma- 
si tants! 6zellikle hemodinamisi stabil olmayan hastalarda zor 
olabilir. 

Olgumuzda toraks BT’de kardiyak yaralanmadan stphelenilme- 
di. Stabil olmayan hemodinami, BT’den stiphelenilmemesi ve 
nisbeten uzun sure gerektirmesi nedeniyle transtorasik ekokar- 
diyografi yapiImadan acil ameliyata alindi. Kalp yaralanmasi te- 
sadiifen ameliyat esnasinda tespit edilerek mudahalesi yapildi. 
Penetran kalp yaralanmasi hayati tehdit eden, genellikle acil 
cerrahi mudahale ve iyi bir cerrahi teknik ile ameliyat sonra- 
si dénemde kritik bakim gerektiren bir durumdur [7]. Hastamiz 
ameliyat sonrasinda pediatrik yoSun bakim olmamasi nedeniyle 
multitravma hastalar! konusunda deneyimli ¢alisanlarin oldugu 
genel yogun bakima alinarak takip edildi. 10 giin sorunu olma- 
yan hastada once alveolar 6dem akabinde ARDS gelisti. 

Akut hipoksemik solunum yetmezligi (AHRF), pediatrik youn 
bakim dnitesindeki biiyUk cabalara ragmen ARDS tablosuna 
ilerleyerek ve diger organ yetmezliklerine neden olarak ¢ocuk- 
larda anlamli morbidite ve mortaliteye neden olur. Gelismis Ul- 
kelerde pediatrik yogun bakim tinitesine kabul edilen hastalar- 
da AHRF ve ARDS insidansi %0.7 — %4.2 olup mortalite yaklasik 
%20 - %30 civarindadir [8]. Gelismekte olan tlkelerde mortali- 
te %50 - %70 dizeylerine kadar ¢ikmaktadir [9]. 


Sonuc¢ 

Politravmali penetran yaralanmasi olan cocuklarda hemodina- 
miyi bozacak birgok neden olabilir. Bunlarin en 6nemlisi penet- 
ran kalp yaralanmasidir. Zamanla yarisilan bu olgularda hemo- 
dinaminin elverdigi 6lcide kalp yaralanmasinin ekarte edilmesi 
hayati Gnem tasimakla birlikte, tan! koymada zorluk yasanabi- 
lecegi unutulmamalidir. Ayrica, politravma olgularinin 6zellikle- 
de cocuklarin ARDS gelisimine aday hastalar oldugu akilda tutu- 
larak, takiplerinin pediyatrik yogun bakim sartlarinda yapilmasi 
gerektigi kanaatindeyiz. 
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Ozet 

Makalemizde 43 yasinda civa maruziyeti olan erkek bir hastay! sunduk. Hastanin 
ilk muayenesinde; siddetli uyku bozuklugu, kilo kaybi, metalik tat hissi ve ciddi tat 
bozuklugu gibi non-spesifik semptomlar saptandi. Civa maruziyet kaynagi sapta- 
namadi fakat hasta hastaneye basvurmadan 10 giin 6ncesine kadar Cin Tibbi- 
na ait kaynagi bilinmeyen cesitli bitkisel ilaclari diizensiz olarak kullandigini ifa- 
de ediyordu ve uzun yillardir dumansiz tiitiin (Maras Otu) kullanicisiydi. Hastanin 


civa selasyon tedavisi devam ederken, timoma saptandi ve timektomi uygulandi. 
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Abstract 

In our article we presented a 43 year-old mercury exposed male. In his medical 
examination, we found non-specific symptoms like severe taste disorder, metallic 
taste in mouth, weightloss, severe sleep disorders. Origin of mercury exposure 
could not be detected, but the patient reported irregular usage of various herbal 
medicine with unknown source, belonging to Chinese Medicine, until ten days be- 
fore admission and was also a user of smokeless tobacco (Maras Powder) for long 
years. During chelation therapy for mercury intoxication, thymoma was diagnosed 


and thymectomy wa sapplied. 
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Introduction 

Mercury is a heavy metal of known toxicity. Human toxicity var- 
ies with the form, dose and rate of mercury exposure. It can 
adversely affect many systems predominantly central and pe- 
ripheral nerve system [1]. As a result, various manifestations of 
clinical features can be seen in exposed patients. Chronic and 
high-dose acute mercury exposed individual may experience 
rather vague and non-specific symptoms that could be indica- 
tive of a number of diseases [2]. 

Human exposure to mercury is mostly caused by outgassing of 
mercury from dental amalgam, ingestion of contaminated fish, 
or occupational exposure [3]. In the literature there has been 
some cases with undetectable origin of mercury exposure [4]. 
Here in, we present 43-year-old male of unknown origin mer- 
cury exposure with non-specific symptoms. 


Case Report 

Clinical Evaluation 

A 43 year-old male patient presented with severe taste disor- 
der and weight loss. He reported progressive symptoms, ini- 
tially began with loss of bitter and finally sweet taste sensa- 
tion. Also, he had a disturbance of metallic taste in mouth. In 
the past 6 months, the patient was complaining from severe 
sleep disorders. His weight loss was 10 kg for one year period. 
In neurological examination, only horizantal nystagmus and (+) 
Romberg was found. Electromyographic findings were normal. 
In Nuclear Magentic Resonance (NMR) imaging of brain, non 
specific signal alterations, including isodence lesions on T1- 
weighted images, hyperdense on T2-weighted images, were 
found. In physical examination of tongue, papillary atrophy was 
not inspected, but 4 amalgam fillings were seen. In routine labo- 
ratory examination, hepatic and renal function parameters and 
electrolyte, autoantibody, complement and immunoglobulin lev- 
els were found to be normal. 

In the chest radiography, upper mediastinal widening and 
homogeneous density in the right mediastinum localised 
retrosternally was reported by radiologists. In thorax compu- 
tarized tomography, 93 x 60 mm, with definite margins, lobu- 
lated mass (thymoma ?) was characterized (Figure 1). In the 


Figure 1. Thorax CT : 93 x 60 mm, with definite margins, lobulated mass (thy- 
moma ?) 


abdominal ultrasonography, a 28 mm hipodens lesion (heman- 
gioma) was detected. On the 7th day of chelation therapy, the 
patient was operated and thymoma was surgically removed 
with open thoracotomy. The pathological examination revealed 
the diagnosis of Type B1 thymoma. Microscopic examination of 
sections from the mass showed an encapsulated tumor tissue 
comprised of many lobules of variable size seperated by thin 
fibrous septa were seen. A few epithelial cells without atypia 
among abundant lymphocytes resembling normal thymic tissue 
(Figure 2a). The epitheliel cells did not form cellular agregats or 
sheets...There were numerous scattered pale medullary foci in 
tumor tissue. (Figure 2b). Diagnosis was accepted as thymoma, 
type B1 

Toxicological laboratory analysis, including urinary solvent pa- 
rameters (phenol, mandelic acid, metilhippuric acid, , trichloro- 
acetic acid, 2-5 Hexanedione) were within normal range. In toxic 
metal analysis (Table 1); urine concentration of total chromium 
was 16.3pg/L. The concentrations of the mercury in urine and 
in blood were 1724 pg/L (1289 yg/gr creatinine) and 275 pg/L, 
respectively. These values were higher than proposed biologi- 
cal exposure indices by American Conference of Governmental 
Industrial Hygienists (ACGIH-USA). 


Figure 2. A few epithelial cells without atypia among abondant lymphocytes re- 
sembling normal thymic tissue (H&Ex100)(A). Pale staining medullary differentia- 
tion foci (H&Ex100)(B). 


Table 1. Urinary and Whole Blood Toxic Metal Levels 


Urinary toxic metal Measured values _—_ Biological Exposure Index* 


Mercury (ug/g creatinine) 1289 35 
Arsenic (ug/L) 25,52 35 
Chromium (ug/L) 16,33 10 


Whole blood metal Measured values _—_ Biological Exposure Index* 
Mercury (ug/L) 275 15 
Cadmium (ug/L) 0,1 5 


*Cited from ACGIH 2011 


Exposure History 

Probable sources of mercury exposure were asked to the pa- 
tient. There was no history of occupational exposure or acci- 
dental contact. One month prior to addmission, there was no 
history of fish eating. The patient reported using smokeless to- 
bacco (Maras Powder) which is a traditional habit widely seen 
in Southeastern Region of Turkey for long years. The patient 
also reported using various herbal medicine irregularly with 
unknown source, belonging to Chinese Medicine, for ten days 
before admission. 
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Medical Treatment 

Chelation therapy with intravenous (2,3-dimercaptopropane-1- 
sulfonate (DMPS) was initiated with 100 mg twice a day dose 
regimen. The excretion of mercury was monitored with 24 hour 
urine and blood mercury levels (Figure 3). On the 7th day of 
therapy, chelation was stopped because of surgical operation 
for thymoma. The chelation therapy was re-started on 21st day 
with 100 mg three times a day orally and continued for 20 days. 


Blood&Urine Mercury Levels 


2780 (1724) 


concentration (ye/l) 
& 
$ 


Lday | 2day | Sday | 7.Gay |1.day|21 cay| 24 day | 28.day | 35.dey 42cey| 49.day! 56.cay 
—eUrine Mercury Level > 750 | 734 | 4354] 435 | 33 | gs | 169 | 68 | 248 | 1078] 244 | OS 
—@— Blood Mercury Level) 275 il 9s 2 382 | 132 73 $s 66 a2 52 36 


Figure 3. Blood and urinary mercury levels in chelation therapy 


Discussion 

Mercury, which exists as organic and inorganic forms, is a well- 
known heavy metal because of its toxic properties . Besides oc- 
cupational exposure, many other types of exposure have been 
reported in the literature [4].Due to herbal medicine use in pa- 
tients’ history, toxic metal was measured in biological speci- 
men.in literature, toxic metal exposure have been reported in 
Chinese herbal and Ayuverdic medicine many times. [6,7].The 
concentrations of the mercury in urine and in blood were 1724 
ug/L (1289 pg/gr creatinine) and 275 pg/L ,respectively, 

There are only a few mercury intoxication cases with such mer- 
cury levels in the literature. Erkek N. et al [8] reported that a 10 
year old girl had been referred to hospital with gastroenterolog- 
ical symptoms and later her blood and urine mercury concentra- 
tions were 5380 pg/L and 91 pg/L respectively. Urine mercury 
concentration of a patient who was poisoned with metalic 
mercury vapour in England was measured as 1213 ug/g creat- 
inin by Forman J et al. [9]. 

In the literature, we couldn't find any publication which relates 
mercury exposure to thymoma. Mercury exposure has been 
known to effect immune system, but the exact relation is ob- 
scure. Mercury exposure alter human immun system either by 
increasing or decreasing the immune activity where this effect 
depend on individiuals’ genetic predisposition. [10,11]. Further 
studies should be done which investigates the relationship be- 
tween immune system, thymoma and mercury exposure. 

In our case, the source of mercury exposure could not be identi- 
fied thoroughly. The mercury levels of family members and work 
friends were measured and found to be within normal range. 
There was no clue, even after repeated questioning of family 
members. The most suspicious source of exposure was smoke- 
less tobacco (Maras Powder).Maras Powder or Nicotiana rustica 
Linn is composed of powder form of wild tobacco plant and 
ashes of oak, walnut and vine stems, with a ratio of one-half 
or one-third. In traditional use, a small amount of this mixture 


is packaged with cigarette rolling paper and put into space be- 
tween lower lip and gingiva. Then, it is spat out. This application 
is repeated continously during all day and it is known that, in 
case of severe addiction, some people sleep with this powder. 
It is produced by villagers of rural areas of Southern Region of 
Turkey [12,13]. In the vicinity, it is known that, in the absence 
of stem ash, producers use “coke coal ashes” in low quality and 
cheap production series. It is strongly probable that, in the near 
past use of patient, he was exposed to mercury from such kind 
of low quality production [14,15]. 

As a conclusion, there many common, but also extreme sources 
of mercury exposure and mercury intoxication should be remem- 
bered in the presence of different symptoms by the clinician. 


Competing interests 
The authors declare that they have no competing interests. 


References 

1. Rice KM, Walker EM Jr, Wu M, Gillette C, Blough ER. Environmental mercury and 
its toxic effects. J Prev Med Public Health 2014;47(2):74-83. 

2. Broussard L, Hammett-Stabler CA, Winecker RE, Ropero-Miller JD. The toxicol- 
ogy of mercury. Lab Med 2002;33(8):614-25. 

3. Park JD, Zheng W. Human exposure and health effects of inorganic and elemen- 
tal mercury. J Prev Med Public Health 2012;45(6):344-52. 

4. Michaeli-Yossef Y, Berkovitch M, Goldman M. Mercury intoxication in a 2-year- 
old girl: A diagnostic challenge for the physician. Pediatr Nephrol 2007;22(6):903- 
6. 

5. Wu ML, Deng JF, Lin KP, Tsai WJ. Lead, mercury, and arsenic poisoning due to 
topical use of traditional Chinese medicines. Am J Med 2013;126(5):451-4. 

6. Saper RB, Kales SN, Paquin J, Burns MJ, Eisenberg DM, Davis RB et al. Heavy 
metal content of ayurvedic herbal medicine products. JAMA 2004;292(23):2868- 
73. 

7. Erkek N, Senel S, Sarac A, Ertan U, Karacan CD. Being alive after a severe inor- 
ganic mercury intoxication. Eur J) Pediatr 2010;169(5):625-8. 

8. Forman J, Moline J, Cernichiari E, Sayegh S, Torres JC, Landrigan MM et al. A 
cluster of pediatric metallic mercury exposure cases treated with 2,3-dimercapto- 
succinic acid (DMSA). Environ Health Perspect 2000;108(6):575-7. 

9. Langworth S, Elinder CG, Sundquist KG, Vesterberg O. Renal and immuno- 
logical effects of occupational exposure to inorganic mercury.Br J Ind Med 
992;49(6):394-401. 

0. Cardenas A, Roels H, Bernard AM, Barbon R, Buchet JP, Lauwerys RR et al. 
Markers of early renal changes induced by industrial pollutants. |. Application to 
workers exposed to mercury vapour. Br J Ind Med 1993;50(1):17-27. 

1. Donbak L, Celik M, Demirhan I, Nagas S. Genotoxic damage in Maras powder 
consumers from Kahramanmaras province of Turkey. Genetika 2007;43(5):633-8. 
2. Sardas S, Cimen B, Karsli S, Yurdun T, Donbak L. Comparison of genotoxi effect 
between smokeless tobacco (Maras powder) users and cigarette smokers by the 
alkaline comet assay. Hum Exp Toxicol 2009;28(4):214-9. 

3. Xin M, Gustin MS, Ladwig K, Pflughoeft-Hassett DF. Air-substrate mercury ex- 
change associated with landfill disposal of coal combustion products. J Air Waste 
Manag Assoc 2006;56(8):1167-76. 

4. Gustin MS, Ladwig K. An assessment of the significance of mercury release 
from coal fly ash. J) Air Waste Manag Assoc 2004;54(3):320-30. 


How to cite this article: 
Giindiizéz M, Bal C, Blyiiksekerci M, Han O, Tutkun E. A Case of Severe Mercury 
Intoxication with Unknown Source. J Clin Anal Med 2013;4(suppl 5): 533-5. 


535 


Journal of Clinical and Analytical Medicine | 


A Case with Red Man’s Syndrome 


Kirmizi Adam Sendromu: Olgu Sunumu 


Kirmizi Adam Sendromu / Red Man’s Syndrome 


Onur Girer', Sertac¢ Celikel? 


'Department of Cardiovascular Surgery, Department of Anesthesiology and Intensive Care, 


Hospitalium Hospitals Gamlica, istanbul, Turkey 


Ozet 

“Kirmizi adam” sendromu vankomisin tedavisinin bilinen en sik yan etkilerinden 
biridir. Halen bu yan etki mekanizmasi izerinde tartismalar bulunsa da belirtiler 
doz ayarlamasi ve antihistaminiklerle azaltilabilir.Yazimizda koroner arter cerrahi- 
si sonras! mediastinit olusan ve vankomisin tedavisi altinda “kirmiz! adam” send- 
romu gelisen 50 yasindaki olgu sunulmustur. Tedavide kortikosteroid ve antihis- 
taminik baslanmis, ilag infiizyon hizi azaltilmis ve vankomisin dozu béliinerek ve- 


rilmistir. 


Anahtar Kelimeler 


Vankomisin; Sendrom; Yan Etkiler 


Abstract 

“Red man's” syndrome is one of the common side effects of vancomycin treat- 
ment. Although some controversies are still exist on the mechanism of this side 
effect, the symptoms could be diminished with modification in dose regimens 
and antihistaminics. In this report, we present a case of 50-year old man who 
developed “red man’s” syndrome with vancomycin treatment, which was given 
for mediastinitis following coronary artery bypass graft surgery. For treatment, 
corticosteroids and antihistaminics were given, drug infusion rate was decreased, 


and dose of vancomycin was divided. 
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Introduction 

Vancomycin, a glycopeptide antibiotic, has reliable antimicro- 
bial activity against many gram-positive microorganisms which 
are resistant to beta-lactam antibiotics, thus is mostly used in 
the treatment of suspected or proven gram-positive bacterial 
infections particularly caused by methicillin resistant Staphy- 
lococcus aureus (MRSA). For example, vancomycin is used for 
the perioperative prophylaxis for bacterial endocarditis and 
prophylaxis or treatment of cerebrospinal fluid shunt-related 
infections in patients with penicillin or cephalosporin allergy 
[1,2]. Like many drugs vancomycin causes wide spectrum of 
advers events, including vancomycin-induced allergic reactions 
like anaphylaxis, drug-induced fever, eosinophilia, itchy and 
erythematous skin rashes, toxic epidermal necrolysis, vasculi- 
tis, neutropenia, nephrotoxicity, and red man syndrome [1-3]. 
“Red man’s” or “red neck” syndrome and anaphylaxis are two 
types of hypersensitivity reactions caused by vancomycin. “Red 


7 


man’s” syndrome is a well-known hypersensitivity reaction 
which occurs during vancomycin and teicoplanin treatment [4]. 
Following rapid infusion of antibiotic, histamin release from 
the mast cells causes symptoms of “red man’s” syndrome such 
as flushing, erythematous discoloration and pruritus over the 
face, neck, and upper part of the body accompanying with hy- 
potension and myocardial depression [1-5]. Burning or itching 
erythematous lesions, agitation, dizziness, headaches, chills, 
fever, and perioral paresthesia are also described in this syn- 
drome [3,4]. In this report, we present a patient who developed 
“red man’s” syndrome with vancomycin treatment, which was 
given for mediastinitis following Coronary Artery Bypass Graft 


(CABG) surgery. 


Case Report 

A 50-year old man developed mediastinitis following on-pump 
CABG operation. He was observed intubated with mechani- 
cal ventilator in cardiac surgery intensive care unit. MRSA has 
been found in his tracheal aspirate and skin leakage. On the 
basis of antibiogram results, vancomycin was given 2x1 g/day 
in 100 cc 0.09% saline solution through one hour intravenous 
infusion. At the 4th day of treatment, disseminated or partly 
banded itchy and erytematous rushes accompanied with hypo- 
tension have been developed particularly at the upper part of 
the body (Figure 1). Following dermatological evaluation, “red 
man’s” syndrome has been diagnosed. Prednisolone 0.5 mg/kg 
and diphenhydramine, an antihistaminic drug, have been added 
to patient’s treatment. Vancomycin dose regimen has been re- 
arranged as 4x500 mg/day, and the infusion rate was doubled. 
The red rushes was initially transformed into brownish color 
in a week and disappeared with desquamation in three weeks 
(Figure 2). Treatment was continued for 14 days. The patient 
was discharged at 28th postoperative day with whole body in 
brownish color. 


Discussion 

“Red man’s” syndrome has a relatively high incidence with in- 
travenous administration of vancomycin, but it also occurs with 
oral or intraperitoneal administration [3,4]. The incidence of 
this syndrome is reported to be 3-47% of patients, and 90% 
of healthy volunteers in different studies [4]. Differences in 


Figure 1. Erythematous and itchy rushes at the upper part of the body. 


Figure 2. Brownish and desquame rushes at the upper part of the body. 


vancomycin doses or infusion rates effects the incidence and 
severity of the syndrome [6]. Symptoms can relieve when the 
infusion rate is decreased. To be protected of this syndrome, 
the infusion rate should be slower than 10 mg/min, and the 
drug should be given in 50 cc or 100 cc isotonic saline solution. 
The treatment of “red man’s” syndrome is symptomatic. Corti- 
costeroids may be used when antihistaminic are not effective. 
Treatment with combined H1 and H2 receptor antagonists is 
more effective than single antihistaminic therapy. Corticoste- 
roids and antihistamines can be used together for severe cases. 
Hypotension should be treated with intravenous fluid infusions 
and rarely with inotropic drugs. 
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In our case, we decreased the drug infusion rate and divided 
the dose of vancomycin into four times a day. We used both 
corticosteroids and antihistaminics for relief of symptoms and 
inotropic drugs to treat the hypotension. 

As a conclusion, “red man’s” syndrome is one of the common 
side effects of vancomycin treatment. Although some contro- 
versies are still exist on the mechanism of this side effect, the 
symptoms could be diminished with modification in dose regi- 
mens and antihistaminics. Teicoplanin and linezolid may be al- 
ternative to vancomycin in cases with “red man’s” syndrome. 
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Ozet 

Plazmasitoid Urotelyal karsinom trotelyal karsinomun nadir bir varyantidir ve lite- 
ratiirde yaklasik olarak 70 kadar olgu bildirilmistir. Bu histolojik varyant hakkinda 
veriler kisitlidir. Hematiiri sikayeti ile basvuran 46 yasindaki erkek hastaya tran- 
suiretral rezeksiyon uygulandi. Spesmenlerin mikroskobik incelenmesinde plazma- 
sitoid goriintim mevcuttu. Hastaya sistemik kemoterapide gemsitabin ve sisplatin 
uygulandi. Bu makalede, invaziv, lenf nodu pozitifligi olan, plazmasitoid tirotelyal 


karsinom vakasinin tani ve tedavisi sunulmaktadir. 
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Abstract 

Plasmacytoid urothelial carcinoma is a rare variant of urothelial carcinoma and 
approximately 70 cases have been reported in the literature. This histologic vari- 
ant has limited data. 46-year-old male patient who is presented with complaints 
about hematuria underwent transurethral resection. During the microscopic ex- 
amination, specimens had plasmacytoid appearances. With chemotherapy, gem- 
citabine and cisplatin were administered to the patient. In this article, the diagno- 
sis and thereatment of plasmacytoid urothelial carcinoma case that has invasion 


and lymphnode positivity is presented. 
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Giris 

Urotelyal karsinomun plazmasitoid varyant: Diinya Saglik Or- 
giituniin son siniflamasinda Urotelyal karsinomun nadir varyan- 
ti olarak tanimlanmistir. ingilizce literatiirde bildiZimiz kadartyla 
simdiye kadar yaklasik olarak yalnizca 70 olgu bildirilmistir{1]. 
Mevcut veriler, bu tumor tipinin genellikle saldirgan ve ileri ev- 
rede tan! aldigini distindiirmektedir [2,3]. Son dénemde yayinla- 
nan genis vaka serilerinde hastalarin hem metastaz hemde po- 
tansiyel kur sans! oldugu gortilmustur[4]. 

Bu makalede cok nadir olarak izlenmesi nedeniyle plazmasitoid 
ozellikler tasiyan, yiksek dereceli Urotelyal karsinom tanisi alan 
46 yasindaki erkek olgunun klinik bulgularini ve timorin histo- 
patolojik ozelliklerini sunmay! amacladik. 


Olgu Sunumu 

46 yasinda erkek hasta klinigimize son 2 hafta icinde gelisen 
hematiri ve diztiri sikdyetleri ile basvurdu. Hastanin 6zgecmi- 
sinde mitral kapak replasmani, hipertansiyon ve epilepsi hasta- 
liklar! mevcuttu. Tetkiklerinde biyokimyasal parametreleri nor- 
maldi. Bilgisayarli tomografide (BT) mesane posterior duvarina 
oturan yaklasik 4x2 cm boyutta patolojik goriinim izlendi (Figiir 
1). Prostat konturlari diizensiz, santrali nekrotik parankimi he- 


Figure 1. Bilgisayarli tomografide( BT) mesane posterior duvarina oturan yaklasik 
4x2 cm boyutta patolojik gériiniim izlendi. 


terojen olup prostatin mesane ve rektum ile net ara plan ayrimi 
izlenemedi. Bilateral parailiak yerlesimli biiydkleri 26 mm capa 
ulasan nekrotik goruinimde lenfadenopati (LAP) kitleleri izlendi. 
Timvicut kemik sintigrafisinde metastaz izlenmedi. Yapilan sis- 
toskopik degerlendirmede prostat dokusu nekrotize sinirlari bel- 
li belirsiz izlendi, mesane boynundan gepecevre mesaneye dog- 
ru uzanim gosteren reaksiyone timoral doku izlendi. Tumoral 
dokunun rezeksiyonu yapildi. Patolojik degerlendirmede mesa- 
ne kas yapilarina infiltrasyon gdsteren plazmositoid tip yiiksek 
grade Urotelyal karsinom olarak raporlandi. Mikroskopide plaz- 
ma hiicrelerine benzeyen eozinofilik stoplazmali, diizensiz niik- 
leuslu drotelyal hiicreler goriildi. immunohistokimyasal deger- 
lendirmede ise AE1/AE3, epitelyal membran antijen (EMA) ve 
CD138 pozitifligi saptandi ( Figiir 2-a,b,c,d). Hastaya kemotera- 
pide 4 kiir sisplatin ve gemsitabin protokolii uygulandi. Hasta- 
nin tedaviye baslandiktan sonra 18. ayinda yapilan kontrol BT’ 


Figure 2. Plazma hticrelerine benzeyen malin hiicrelerin diizensiz ntikleuluslari ve 
bol eozinofilikstoplazmalari izlenmektedir (Hematoxylinandeosinstain x400)(A). 
AE1/AE3 positif x200(B), EMA positif x200(C), CD138 positif x200(D). 


sinde: sa akciger posterior bazalde subplevral 15 mm biiyiikli- 
giinde nodil oldugu saptandi. Hastanin takip ve tedavisi medi- 
kal onkoloji béliimiince devam edilmektedir. 


Tartisma 

ilk olarak 1991 yilinda Sahin et al. tarafindan raporlanan plaz- 
masitoid Urotelyal karsinom (PUK) oldukg¢a nadir gortilen bir 
urotelyal karsinom varyantidir[5]. Plazmasitoid komponent ge- 
nellikle konvansiyonel trotelyal karsinom ile birlikte sistektomi 
spesmenlerinde goriillr, ama plazmasitoid Urotelyal karsinom 
saf veya agirlikli olarak kiiciik biyopsilerde de gériilebilinir. Ozel- 
likle ilgi gekici olarak metastatik alanlarda plazmasitoid géri- 
nim multip! myeloma veya malign lenfoma acisindan hatali ta- 
niya yol acabilir[5]. 

Hastalarin klinik basvuru sekilleri genellikle hematiri seklinde- 
dir. Hastalar cogunlukla orta ileri yas grubunda(46-89) erkek- 
lerdir. Mevcut veriler PUK’ un genellikle yiiksek grade agresif 
tumor oldugunu, siklikla tani aninda ileri evrede saptandigini 
ve tedaviye zayif yanit verdigi belirlenmistir[2,3]. Yakin zaman- 
li yayinlanan ¢alismalarda, radikal sistektomi yapilan PUK tanill 
hastalarin patolojik incelemesinde intraperitoneal yayilim, lenf 
nodu pozitifligi, serozal ylizey ve fasyal tutulumunun cok daha 
fazla oldugu ve cerrahi sonrasi niikslerin genellikle intraperito- 
neal oldugu saptanmistir[2,4]. Bu vakalarin patolojik tanisinda 
immunhistokimyasal degerlendirmenin yapilmasi! buyUk 6nem 
tasimaktadir. Atipik neoplastik hiicrelerin EMA veAE1/AE3, CK7, 
CK20, CD138 pozitifligi PUK tanisinda yardimci olmaktadir{[6]. 
E-cadherin ekspresyon kaybinin muhtemelen trotelyal karsino- 
mun plazmasitoid diferansiyasyonu ve hticresel invazyonuyla 
iliskili oldugu diisinulmektedir. Mitsogiannis et al. [8] calisma- 
sinda mesanede CD138 pozitifliginin plazmastoid tumér htic- 
releriyle ilgili oldugu gorulmis. Bundan dolay! PUK icin CD138 
pozitifligi taniy! desteklemektedir. Bizim vakamizda daAE1/AE3, 
EMA, CD138 pozitifligi saptandi. 

PUK nadir goriilen bir hastalik oldugundan tedavide klinik y6- 
netim halen tartismalidir. Hastalarin cogunlugunda tani kondu- 
gunda ileri asamada olmalari ve bu varyantin yliksek metastik 
potansiyeli bulunmasi nedeniyle agresif bir tedavi yontemi izle- 
mek gerekmektedir. Bugiine kadar radikal sistektomi ilk sege- 
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nek olmustur. Neoadjuvan ve adjuvan tedavi stireci de PUK’ nin 
sistemik ilerleme riskini azaltmak icin dikkate alinmalidir. Lenfo- 
vaskiler veya lenf nodu tutulumu ve invaziv tumor olan hasta- 
lar MVAC (Metotreksat, Vinblastin, Doksorubisin, Sisplatin) veya 
Gemsitabin-Sisplatin kemoterapi igeren adjuvan kemoterapi 
kombinasyonu, bir ilimli yarar gostermistir[4]. Kohno et al.[7] ¢a- 
lismasinda kemoterapide 2 kiir MVAC ile tedavide tam yanit ali- 
nan bir olgu bildirilmistir. Dayyani ve ark.’nin[4] calismasinda ise 
neoadjuvan kemoterapinin genel sagkalima katkisinin olmadigi- 
ni saptamislardir. Son yayinlanan veriler ile PUK tanili hastalar- 
da prognozun kot oldugunu gésterilmektedir. Bazi biiyiik seri- 
lerde genel sagkalim orani 17,7 ay olarak saptanmistir[4]. Bizim 
olgumuzda, BT’ de LAP pozitifligi, prostatin lokal invaziv gort- 
nuimli olmasi nedeniyle radikal sistoprostatektomi dUstinilme- 
mis olup hastaya sistemik kemoterapide gemsitabin ve sisplatin 
uygulandi. Hastanin takip ve tedavisi halen medikal onkoloji kli- 
nigince devam etmektedir. 


Sonuc¢ 

PUK urotelyal karsinomun nadir goriilen ve oldukga agresif sey- 
reden varyantidir. Tani icin tipik histolojik gériniimin haricin- 
de immiinohistokimyasal degerlendirme gerekmektedir. Tedavi- 
de radikal sistektominin invaziv, metastatik olmayan irotelyal 
karsinomlar icin ilk basamak tedavi olmasina ragmen, kemote- 
rapinin bu nadir urotelyal karsinom icin etkili oldugunu bilmek 
onemlidir. Plazmasitoid tip rotelyal karsinomun tedavi strate- 
jisini belirlemek igin daha ¢ok calismaya ihtiyag duyulmaktadir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Yabanci cisim yutulmasi sik gértilen bir klinik sorundur. Cogu yabanci cisim gast- 
rointestinal sistemi zarar vermeden boylu boyunca gecer. Delici ve penetratif ya- 
banc! cisimler mide ve ince barsak anslarini perfore ederek komsu organlar! etkle- 
yebilir. Ancak bu nadir bir durumdur. Gastrointestinal sistem disinda yer alan ya- 
banc cisimlerin lokalizasyonunun ve komsu organlarla iliskisinin degerlendirilme- 
sinde bilgisayarl! tomografi oldukga yardimcidir. Bu yazida; yutulan bir dikis ig- 
nesinin duodenumu perfore ederek karacigere penetre oldugu bir olguyu sunma- 


y! amagladik. 
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Abstract 

Foreign body ingestion is a frequent clinical problem. Many foreign bodies go 
through the alimentary system without causing any damage. Incisory and pen- 
etrative foreign bodies may migrate and stay in the neighboring organs after per- 
foration. Nevertheless this is an unusual case. The foreign bodies may be found 
outside of the gastrointestinal system and computed tomography is helpfull for 
localization and to identify their relationship between surrounding tissues. Here 
we report of a case in which a swallowed needle perforates duodenum and pen- 


etrates the liver. 
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Introduction 

Foreign bodies are rare in the liver parenchyma [1]. The fre- 
quency of occurrance was fish bone (33%), toothpick (27.3%), 
chicken bone (12.5%), and needle (9.1%) [2]. The penetration of 
foreign bodies through the wall of duodenum and stomach and 
their penetration to liver after swallowing is a rare occurence 
[1,3-5]. As in our case, swallowed foreign bodies, the foreign 
bodies may be found outside of the gastrointestinal system and 
computed tomography (CT) may be helpfull for localization and 
to identify their relationship between surrounding tissues. 


Case Report 

43-year old male patient attended to emergency department 
having swallowed a needle. His medical history revealed schizo- 
phrenia. His physical examination and laboratory findings were 
normal. Plain abdominal X rays showed lineer opacity resem- 
bling a needle (figure 1). In the abdominal CT ; a 5-centimetre- 
long needle like lineer metalic density was observed in the left 
liver lobe (figure 2,3). The patient was followed conservatively . 


Figure 1. Plain abdominal X ray shows a lineer opacity resembling a needle in the 
left upper quadrant. There is also opasities on the left kidney region of staghorn 
stone. 


Discussion 

Foreign body ingestion is a frequent clinical problem. The cas- 
es are patients with psychiatric disorders, children and rarely 
healty adults [6]. Our patient had been diagnosed with schizo- 
phrenia. 

Many foreign bodies pass through the gastrointestinal system 
all along without any harm [1,3-5]. Incisory and penetrative for- 
eign bodies may reside in neighbouring organs after perforat- 
ing stomach or the small bowels .However, this is very a rare oc- 
curence [3,5,6]. Gastrointestinal perforation has been reported 
in less than 1% of patients and the most commonly affected 
areas are the ileocecal and rectosigmoidal regions and duode- 
num [5]. 

Hepatic foreign bodies are rare, and may enter the liver by 
migration from the gastrointestinal tract, direct penetration 


Figure 2. Axial image of the abdominal CT demonstrates a metalic density in the 
left liver lobe 


Figure 3. Coronal reformat image of the 5 mm slice thickness abdominal CT dem- 
onstrates 5 cm needle like lineer metalic density in the left liver lobe 


through the abdominal wall, or via the bloodstream. There are 
a few cases that a foreign body is found in the liver after perfo- 
rating duodenum and stomach [1,3]. It is likely that the present 
case also had a silent perforation, thus the foreign body was in 
the left lobe of the liver. 

It may be necessary to diagnose and treat immediately to 
prevent mortality and morbidity [3,4]. Most patients have non 
specific symptoms such as abdominal pain, fever, vomiting, an- 
orexia or weight loss which are features of a systemic response 
against an infection or abscess formation. Hepatic abscess 
with fever, abdominal pain and jaundice are only present in a 
few cases. The results of routine laboratory studies are also 
non-specific [5]. Laboratory findings and physical examination 
were normal in our patient. 

Foreign body is visualized as an opacity in radiograms. How- 
ever they fail to identify exact location. Ultrasonography is safe 
and repeatible. Foreign bodies may be detected as hyperechoic 
structures in various shapes [6]. But patient dependent factors 
such as gas artifact and obesity and the small size of the for- 
eign body may limit the utilisation of sonography. Endoscopy 
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may be helpfull if performed in early stages before foreign body 
penetrates the mucosa and the mucosa heals after that. Ultra- 
sonography and CT may help to detect unusual localizations and 
to plan the treatment. CT reveals excellent results because of 
high resolution [3,5]. 

In our case CT findings show that the needle has migrated to 
liver after perforatng duodenum. Consequently CT is very help- 
full to identify the location of foreign bodies swalloved and to 
detect complications such as perforation, hematomas or infec- 
tions. 

Observation is the preferred treatment without surgery in case 
of a foreign body in the liver which does not cause any com- 
plications. Foreign bodies which lead to complications may be 
removed with laparotomy or laparoscopy. Any abscess must be 
drained [1,3]. 
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Ozet 

Kist hidatik ve tiiberkiiloz tilkemizde sik goriilen enfeksiyon hastaliklaridir. Bu iki 
hastaligin birlikteligi ise oldukga nadir bir durum olup burada es zaman olarak ka- 
racigerde kist hidatik hastaligi ve tuberkiiloz lezyonu saptanan bir olguyu sunuyo- 
ruz. Karaciger tuberktilozu miliyer tiberkiilozun bir komponenti olarak veya izole 
karaciger tuberkillozu olarak goriilebilir. Burada sundugumuz olgu, kirkalt yasin- 
da bir erkek hasta olup on giinden beri nefes almakla ve hareketle artan siddet- 
li sag yan agrisi nedeniyle acil servise basvurdu. Batin ultrasonografisinde karaci- 
ger sag lob anteriorda 151x144x128 mm boyutlarinda kist hidatik ile uyumlu lez- 
yon saptandi. Ekinokok indirekt hemaglutinasyon testi 1/640 pozitif olarak sap- 
tandi. Hastaya genel cerrahi klinigi tarafindan karaciger kistektomi operasyonu 
uygulandi. Eksizyon materyalinin mikroskopik olarak incelenmesinde kist hidatik 
ve kistin karacigere yerlestigi parankim alan! icinde kazeifikasyon nekrozu igeren 
kronik granilomatoz enflamasyon saptandi. PPD testi 16 mm olarak dlciildti. Akci- 
gerleri normal olarak degerlendirilen hastaya primer karaciger tiiberkiilozu nede- 
niyle antitiiberktiloz tedavi uygulandi. 
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Abstract 

Hydatid cyst and tuberculosis are common infectious diseases in our country. 
However, co-incidence of these two diseases is a rare case. This refers to spon- 
taneous emergence of cyst hydatid and tuberculosis lesion in liver which is pre- 
sented in this paper. Liver tuberculosis can be detected either as a component 
of miliary tuberculosis or isolated liver tuberculosis. Herein we report a case of 
46 year-old male. He applied to the emergency due to the severe right-side pain 
which coupled with breathing and movement. This was reported to last for 10 
days. Lesion compatible to cyst hydatid with a size of 151 x 144 x 128 mm was 
detected in the right lobe anterior in his abdomen ultrasonography. Echinococcus 
indirect hemagglutination test resulted in 1/640 positive. The patient had liver 
cystectomy by general surgery clinic. After microscopic examination of excision 
material, chronic granulomatous inflamation with caseous necrosis was detected 
in parenchyma to which cyst hydatid and lesion were attached. PPD result was 16 
mm. The patient, whose lungs were normal, received antituberculosis treatment 
due to primary liver tuberculosis. 


Keywords 
Echinococcus Granulosus; Hydatid Cyst; Tuberculosis 


DOI: 10.4328/JCAM.2630 


Received: 19.06.2014 Accepted: 09.07.2014 Printed: 01.10.2013 


J Clin Anal Med 2013;4(suppl 5): 545-7 


Corresponding Author: Halit Cinarka, Recep Tayyip Erdogan Universitesi, Tip Fakiiltesi G6giis Hastaliklar! Anabilim Dali, 53200 Rize, Tiirkiye. 


T.: +90 4642123009 F.: +90 4642123015 E-Mail: halitcinarka@hotmail.com 


Journal of Clinical and Analytical Medicine | 545 


Karaciger Kist Hidatik Hastaligi ve Tiiberkiiloz / Hepatic Hydatid Cyst Disease and Tuberculosis 


Giris 

Hidatik kist hastaligi tarim ve hayvancilikla ugrasan, ¢evre sag- 
lig1 ve koruyucu hekimlik 6nlemlerinin yetersiz kaldigi tim top- 
lumlarda gortilen 6nemli bir paraziter hastaliktir [1]. En sik tu- 
tulan organ karacigerdir [2]. Tiberktiloz ise tim diinyada ve tl- 
kemizde 6nemli bir saglik sorunu olmaya devam etmektedir. En 
fazla akciger tutulumu goriluir. Ekstrapulmoner tutulum tuber- 
kiloz olgularinin yaklasik %17.9’unu olusturur. Abdominal ti- 
berkiiloz ise tiiberktiloz ekstrapulmoner tiiberkiloz olgularinin 
%4.2’si kadardir [3,4]. Karaciger tiberkilozu genellikle miliyer 
tiiberkilozla birlikte gorulir, fokal karaciZer tuberkiilozu nadir- 
dir [3]. Ulkemizde her iki hastalik olduk¢a sik goériilmesine rag- 
men birliktelik nadirdir. Literatiirde karaciger kist hidatik hasta- 
lig ve karaciger tiberkiloz birlikteligi nadir bildirilmistir. Bizde 
nadir gérilen bu birlikteligi literatiir esliginde sunmaya ¢alistik. 


Olgu Sunumu 

Kirkalti yasinda, erkek hasta, insaat iscisi, karin agris! yakinma- 
si ile acil servise basvurdu. Anamnezinde karin agrisi iki yildan 
beri devam ediyordu, bazen epigastrik bélgede bazen de sag 
yan agrisi seklindeydi. Mikerrer acil servis basvurularinda pep- 
tik Ulser veya renal kolik tanisi ile tedavi edildigini belirtiyor- 
du. Son on giinden beri hastanin sag Ust kadranda lokalize za- 
man icinde siddetlenen karin agrisi, nefes almakla ve hareketle 
artiyordu. istahsizlik sikayeti vardi ve son bir yilda yaklasik bes 
kilo zayiflamistu. iki yildir gece terlemesi ve bazen ates yakinma- 
si! mevcuttu. Fizik muayenesinde sag tist kadranda palpasyon- 
la hassasiyet disinda patolojik bulgu yoktu. Tansiyon arteriyel: 
120/70 mmHg, nabiz: 74/dk, ates: 36.7 OC saptandi. Laboratu- 
ar bulgularinda ldkosit: 9.570uL (4-10) olup %28.5 eozinofil (% 
0.5-5) idi. Eritrosit sedimantasyon hizi 28 mm/h, C-reaktif pro- 
tein: 1.5mg/dL (0-5mg/dL) saptanmisti. Kan Biyokimyasinda al- 
kalen fosfataz (ALP): 331 U/L (30-120), Gama glutamil transfe- 
raz (GGT): 109 U/L (0-49) , diZer degerleri normaldi. Ozgecmi- 
sinde 120 paket/yil sigara igme oykiisu vardi. 

Hastanin akciger grafisinde bilgisayarl! toraks tomografisin- 
de ve direkt batin grafisinde patoloji saptanmadi. Karin agri- 
si nedeniyle ¢ekilen acil batin ultrasonografisinde karaciger sag 
lob anteriorda 151x144x128 milimetre boyutlarinda kistik lez- 
yon saptandi. Dinamik karaciZer Manyetik Rezonans tetkikinde 
sag lob anterior segmenti tamamen dolduran, yaklasik 150x150 
mm boyutlarinda, kontrastli serilerde kontrastlanmayan, belir- 
gin bir solid komponenti izlenmeyen kistik gortintim saptandi (fi- 
gir 1). Mevcut radyolojik bulgular kist hidatik ile uyumlu buluna- 
rak kanda ekinokok indirekt hemaglitinasyon testi istendi. So- 
nug 1/640 (pozitif) saptandi. 

Hastaya genel cerrahi klinigi tarafindan genel anestezi al- 
tinda kistektomi operasyonu uygulandi. Makroskopik olarak 
1.5x10x2.5 santimetre 6lcide sedefli beyaz renkte kistik yap! ve 
ayn! kap i¢gerisinde gonderilen 8.5x5.6x0.4 santimetre diizensiz 
kist duvarina ait eksizyon materyalinin mikroskopik olarak in- 
celenmesinde kist hidatik (figtir 2) ve karaciger parankimi i¢in- 
de kazeifiye nekrotizan grantilomatoz inflamasyon saptandi (fi- 
gir 3). 


Tartisma 
Echinococcus granulosus tarafindan meydana getirilen kist hi- 
datik hastalig1 yaygin gortilen bir zoonozdur [1]. Birgok organi 


Figtir 1. Dinamik karaciger Manyetik Rezonans tetkikinde sag lob anterior seg- 
menti tamamen dolduran, yaklasik 150x150 mm boyutlarinda, kontrastli serilerde 
kontrastlanmayan, belirgin bir solid komponenti izlenmeyen kistik gériintim. 


Figiir 2. Kist hidatigin kiitikiler membrani ve skoleks yapilari (Ok isareti) 
(H&EX200) 


Figiir 3. Karaciger parankimi icinde kist hidatigin fibréz kapsiiltinde kazeifikasyon 
nekrozu olan graniilomatoz inflamasyon (Ok isareti) (H&Ex200) 


etkilemekle birlikte en sik tutulan organ karacigerdir [2]. Kist hi- 
datik ve tiiberktiloz Ulkemizde sik gortilmesine ragmen nadiren 
birlikte olan iki hastaliktir. Literatiir taramasinda karaciger kist 
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hidatik ve tiberkiiloz birlikteligi nadir bildirilmistir [5]. Hem pa- 
raziter hastaliklar hem de tiiberkiiloz gelismekte olan ilkelerde 
hala 6nemli bir saglik sorunu olmaya devam etmektedir. Yapi- 
lan arastirmalarda paraziter hastaliklar igin endemik olan alan- 
lar ayn! zamanda tiberkillozun sik gériildUgti yerler olmasindan 
dolay! bu iki hastaligin birlikte gorilme oranini arttirmaktadir 
[5,6]. Diinya Saglik Orgiiti (DSO) raporlarina gore, diinya niifu- 
sunun yaklasik U¢te biri tuberkiiloz mikrobu ile enfektedir. 2012 
yilinda 8,6 milyon yeni vaka ve 1,3 milyon tiberkulozdan 6lim 
oldugu hesaplanmistir [6]. 

En sik Pulmoner tutulum goriiiir. Extrapulmoner tutulum tiber- 
kiloz olgularinin yaklasik %1 7.9’unu olusturur. Abdominal tiiber- 
kiiloz ise extrapulmoner tiberkiloz olgularinin % 4.2’si kadardir 
[3,4]. Karaciger tiiberkiilozu genellikle miliyer tiiberkiilozun bir 
komponenti olarak gorilir, fokal karaciger tiiberkiilozu nadirdir 
[3]. Lokal hepatik tuberkiiloz hepatik apse veya tiiberkiilomlar 
seklinde gortilebilen fokal veya nodiuler form ile intrahepatik ka- 
nallar! tutan tibuler formdan olusur [7,8]. Parazitik enfeksiyon- 
larin birtakim immunolojik mekanizmalar araciliZiyla tiberkii- 
loz yatkinligini arttirdigi saptanmistir [6]. Ayrica literati tara- 
masindaki olgu sunumlarindan elde edilen verilere gore yaklasik 
on yedi cesit parazitin tuberkuloz ile birliktelik gésterdigi sap- 
tamistir ve bunlardan tiiberkiloz ile en sik birliktelik gosterenler 
leishmaniasis, kist hidatik ve malarya olarak bildirilmistir [5,6]. 
Bu birliktelik tek parazitle olabilecegi gibi birden fazla parazitle 
de olabilmektedir [5]. Tiiberkiiloz ve parazitik hastaliklarin birlik- 
te gortilmesini etkileyen G¢ 6nemli faktor oldugu saptanmistir. 
Bunlardan birincisi yas, cinsiyet gibi sosyo-demografik 6zellik- 
ler, ikincisi renal transplant hastalari, diyaliz hastalari, HIV pozi- 
tif hastalar ve gd¢menler , Ugiinclisi ise Hindistan ve Dogu Af- 
rika gibi ko-enfeksiyon ihtimalinin yiiksek oldugu bélgelerde ya- 
samaktir [5,6]. Hastamiz insaat iscisi olup kotii yasam kosulla- 
ri disinda anamnezinde ek hastalik ve endemik bdlgeye seya- 
hat 6ykiist yoktu. 

Kist hidatik hastaliginda insan ara konaktir ve bulasma siklik- 
la infekte kopeklerden fekal-oral kontaminasyonla, kirlenmis 
gida ve su yoluyla olmaktadir. En sik yerlesim yeri karaciger- 
dir (%60-70). Karacigerde tutunamayan embriyolar akcigerle- 
re (%20-25) gecer, ardindan sistemik dolasima katilarak kemik 
dahil tim organ ve dokulara yerlesebilir [1]. Co8u enfeksiyon 
tek kistten olusur, % 20-40 vakada multiple kistler gelisir. Ol- 
gumuzda karacigerde tek kist mevcuttu. Kist hidatik hastali- 
ginda belirti ve bulgular tutulan organa ve kistin biiyiklgtine 
gore degisiklik gésterir. Hastalar kistin yavas biiyimesine bag- 
lt olarak genellikle asemptomatiktir. Hepatomegali, saS yan ve 
epigastrik agri, bulanti, kusma, istahsizlik gibi belirtiler olabi- 
lir [1,8]. Kistte riptir gelisir ise anaflaksi bulgulari ortaya cikar 
[8]. Karaciger tiiberkilozunda ise en sik gértilen semptom ab- 
dominal agridir. Ayrica hastalarda ates, terleme, kilo kaybi gibi 
yakinmalar bulunabilmektedir [1]. Olgumuzda yaklasik 2 yildan 
beri sag yan ve epigastrik bolgede ortaya ¢ikan karin a@grisi, sis- 
kinlik hissi mevcuttu. 2 yildan beri gece terlemesi ve 5 kilogram 
zayiflama,son 10 giinden beri ise nefes almakla ve hareketle ar- 
tan sag yan a@grisi vardi. 

Kist hidatikte fizik muayene bulgulari tani igin nadiren yardim- 
cidir, hepatomegali ve palpasyonla sag Ust kadran hassasiyeti 
saptanabilir [8]. Hastamizda sag Ust kadranda palpasyonla has- 
sasiyet disinda fizik muayene bulgulari normaldi. Tani igin rutin 


laboratuar incelemelerinin fazla 6nemi yoktur. Kanda eozinofi- 
li hastalarin %25’inde gorulebilir ve tani icin 6zgul degildir [1]. 
Hastamizda periferik kanda %28.5 eozinofili saptandi. Serolo- 
jik tanida IgG ELISA ve indirekt Hemaglutinasyon (iHA) testle- 
ri kullanilir ve 1/160 dzeri (+) kabul edilir [1,8]. Hastamizda eci- 
nococ IHA 1/640 (+) saptandi. Ayni sekilde karaciger tiiberkiilo- 
zunda da belirgin fizik muayene bulgusu ve laboratuvar bulgu- 
su yoktur. Karaciger enzimlerinde ve ALP diizeyinde artis sap- 
tanabilir [6]. Olgumuzda ALP diizeyi yliksek saptandi (331 U/L). 
Kist hidatik hastaliginin tanisi goriintileme, serolojik ve immu- 
nolojik y6ntemlerin kombinasyonu ile konulur [1,8]. Abdominal 
USG kistin boyutunu, lokalizasyonunu ve sayisini saptamak icin 
altin standart,non-invaziv tani testidir [8]. Bununla birlikte USG 
her zaman kist, abse ve timortn ayirici tanisinda yeterli olma- 
yabilir. MR ve CT gibi ek tanisal goriintiileme yontemleri gerek- 
li olabilir. MR stvi komponentini daha iyi gosterdigi ve cerrahi 
tedavi oncesinde degerlendirmede daha 6nemli oldugu icin CT’ 
ye tercih edilir [8]. Hastamizda yapilan batin USG’ de karaciger 
sag lob anteriorda 151x144x128 mm boyutlarinda kistik lezyon 
mevcuttu. Dinamik karaciger MR tetkikinde sag lob anteriorseg- 
menti tamamen dolduran yaklasik 150x150 mm boyutlarinda, 
kontrastliserilerde kontrastlanmayan, belirgin bir solid kompo- 
nenti izlenmeyen kistik gériinim saptandi. 

Kist hidatik tedavisinde kemoterapi, cerrahi ve perkiitan tedavi 
olmak tizere Ug cesit tedavi yontemi uygulanmaktadir [2,8]. Bu 
yontemlerden kiratif olan! cerrahi rezeksiyondur [1,8]. Tek ve 
buytik gapli kistlerde ruiptiir ve anaflaxiriski ylksek olmasi nede- 
niyle genellikle uygulanan yontem cerrahidir [2,8]. Cerrahi me- 
todlar total ya da subtotal kist-perikistektomi, parsiyel hepatek- 
tomi, kapitonaj, omentoplasti gibi yontemlerdir [8]. Olgumuza 
genel anestezi altinda kistektomi operasyonu uygulanmis olup 
eksizyon materyalinin patolojik tetkikinde kist hidatik ve kazeifi- 
kasyon nekrozu igeren graniilomatoz inflamasyon saptanmistir. 
Olgumuzda Kist hidatik bulgular! 6n planda olup, tiiberkiilozun 
varligi patolojik incelemelerde saptandi. Ko-endemik alanlar di- 
sinda bu iki hastaligin karacigeri birlikte etkilemesi nadir bir du- 
rumdur. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar gakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Antipsikotik ilaglar siklikla istenilmeyen ekstrapiramidal yan etkilere neden olmak- 
tadir. Bu yan etkilerden olan akut distoni, antipsikotik baslanmasi veya dozunun 
arttirilmasindan ya da akut ekstrapiramidal yan etkileri tedavi etme amaciyla kul- 
lanilan antikolinerjik ilaglarin dozunun azaltilmasindan sonra birkag giin iginde ge- 
lisen anormal postiir ve kas kasilmalari olarak tanimlanir. Akut distoni siklikla tipik 
antipsikotiklere bagli gelisir. Atipik bir antipsikotik olan ziprasidonun tipiklerden 
daha az ekstrapiramidal yan etkiye neden oldugu bilinir. Bu yazida, ziprasidonun 


ikinci diistik dozu sonras! akut distoni tablosu gelisen olgu sunulmustur. 
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Abstract 

Antipsychotics medication frequently leads to different undesirable extrapyrami- 
dal side effects. Acute dystonia is one of them. It is defined as sustained abnormal 
postures or muscle spasms that develop within few days of starting or increasing 
the dose of the antipsychotic treatment or of reducing the anticholinergic medi- 
cation used to treat extrapyramidal symptoms. Usually acute dystonia appears 
during treatment with typical antipsychotics. It is known that ziprasidone as an 
atypical antipsychotic drug causes less extrapyramidal side effects than typical 
ones do. In this report, we present a case, which developed acute dystonia after 


second low dose of ziprasidone (40mg/day). 
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Giris 

Antipsikotik ilaglarin neden oldugu akut distoni, antipsikotik 
baslanmasindan, dozunun arttirilmasindan veya akut ekstra- 
piramidal yan etkileri tedavi etme amaciyla kullanilan antikoli- 
nerjik ilaglarin dozunun azaltilmasindan sonra, birkag giin i¢in- 
de gelisen, g6z, bas, boyun, kol, bacak ya da gévde kaslarinin 
olagandisi ve uzun sireli kasilmasidir [1]. Ani baslayan, agriyla 
seyreden, dramatik tablolardir. Olgularin biiyk kismi antipsiko- 
tik baslanmasini ya da doz arttirilmasini takip eden ilk 3 giinde, 
bunlarin da ¢ogu ilk 24-48 saatte ortaya ¢ikmaktadir. Akut dis- 
toni acil bir durum olup, solunum giic¢lugi, asfiksi, disfaji, bogul- 
ma seklinde yasamsal fonksiyonlari bozabildiginden taninmasi 
ve tedavisi Gnemli kabul edilmektedir [2]. 

Ziprasidon serotonin reseptorlerine (5-HT2A) dopamin_ re- 
septorlerine (D2) gésterdiginden daha fazla afinite gdsteren, 
5-HT1A agonist etkisi de bulunan yeni nesil bir antipsikotik- 
tir [3]. Sizofreni, sizoafektif bozukluk ve diger psikotik bozuk- 
luklarda ve bipolar bozuklugun mani d6neminde kullanilmakta- 
dir. Ayrica direngli obsesif kompulsif bozukluk (OKB) olgularinin 
kombine tedavisinde de etkili oldugu bildirilmistir [4]. Bu yazida 
OKB'li bir hastada atipik antipsikotik olan ziprasidon tedavisinin 
2. dozu ile gelisen akut distoni olgusu tartisilmistir. 


Olgu Sunumu 

27 yasinda bayan hasta, obsesif kompulsif bozukluk (OKB) tani- 
si ile 6 aydir ilge hastanesinde 20 mg/gun fluoksetin tedavisi ile 
izlenmekte iken, 15 giindiir mistik diisince obsesyonlari ve sup- 
he obsesyonlarinda artis olmasi Uzerine tedaviye eklenen zipra- 
sidon 40 mg/giin tedavisinin 2. dozundan sonra gelisen, daha 
¢ok sol kol ve boyun kaslarinda istemsiz, agrili, aralikli kas ka- 
silmasi sikayeti ile acil servise basvurdu. Fizik ve ndrolojik mu- 
ayenede sol kol, boyun ve govde kaslarini igeren segmental dis- 
toni saptandi. Laboratuar incelemeleri ve kraniyal BT inceleme- 
si normal olarak degerlendirilen hastada ziprasidona bagli akut 
distoni tablosu diistnildi. Biperiden 5 mg IM olarak uygulanan 
hastanin distoni tablosu 1 saat icginde geriledi. Ziprasidon te- 
davisi sonlandirilan ve biperiden 2 mg/gtin dozunda oral tedavi 
diizenlenen hastanin 1 hafta sonra yapilan muayenesinde her- 
hangi bir distonik reaksiyon olmamasi Uzerine biperiden teda- 
visi kesilip, fluoksetin dozu 40 mg/giin’e yukseltildi. Hastanin 3 
aylik takiplerinde OKB belirtilerinde azalma tespit edildi ve dis- 
toni tablosu gézlenmedi. 


Tartisma 

Bu rapor atipik antipsikotik ziprasidonun dustik dozlarda bile na- 
dir bir yan etkisi olan akut distoniye neden olabilecegini géster- 
mistir. Ziprasidon, serotonin reseptérlerine dopamin reseptérle- 
rinden goreceli yiiksek aktivite ile baglanmaktadir. Bu nedenle 
ziprasidon tedavisi ile akut distoni ve ekstrapiramidal yan etki- 
ler diisuk oranda beklenmektedir. Antipsikotiklere bagli gelisen 
distoni icin risk faktorleri olarak geng¢ yas, erkek cinsiyet, kokain 
kullanimi, akut distoni 6ykGsUnin varligi belirlenmistir [5]. Olgu- 
muzda sadece geng yas risk faktorii bulunmaktaydi. Literatur- 
de ziprasidona bagl akut distoni vakalarinda ziprasidon dozu- 
nun 40-240 mg/giin araliginda oldugu goriilmektedir [6-8]. Bi- 
zim olgumuzda 40 mg/gtin dozunda ve tedavinin ikinci dozu ile 
distoni ortaya ¢ikmasi cok dustik dozlarda bile distoni olusabile- 
cegini gostermesi bakimindan 6nemli bulunmustur. Dew ve ark. 


[8] 40 mg ziprasidon tedavisinin 3. dozu sonrasi dilde tuhaf duyu 
ve dispne ile baslayan distoni olgusu bildirmislerdir. Olgumuz 2. 
dozda ve Ust ekstremite ve boyun kaslarinda distoni ile basvur- 
mustu. Bizim olgumuzda fluoksetin ile ziprasidonun CYP 3A4 en- 
zim sistemi Uzerinden farmakokinetik etkilesimi akla gelse de, 
fluoksetin tedavisinin uzun stredir kullaniliyor olmasi ve ziprasi- 
don kesildikten sonra fluoksetin dozu arttirilmasina ragmen dis- 
toni gelismemesi akut distoni tablosunun ziprasidona bagli ola- 
bilecegini diistindiirmistir. Ayrica ziprasidonun asil olarak alde- 
hid oksidaz yolagi ile metabolize olusu da bu diisinceyi destek- 
ler niteliktedir. Bizim olgumuzla benzer sekilde Yumru ve ark. [4] 
OKB’li bir hastada fluoksetine eklenen ziprasidonun baslangi¢ 
dozuyla distoni bildirmisler, ancak bu olguda fluoksetin dozu- 
nun 40 mg/gin, ziprasidon dozunun 80/mg gin olusu bizim ol- 
gumuzdan farkli bulunmustur. Sonug olarak ziprasidon yeni ne- 
sil bir antipsikotik olmasina ragmen ekstrapiramidal yan etkiler 
ve distoni gelistirebilecegi ve bu tablonun acil servislerde tanin- 
masinin 6nemli oldugu unutulmamalidir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar gakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

interventrikiiler septumun membranéz bdliimiiniin anevrizmasi nadiren tani alan 
bir konjenital kardiyak malformasyondur. Perimembrano6z ventrikiiler septal de- 
fektler en sik defekt tipini olustururlar ve morfolojik olarak membranéz septumda 
goriiliirler. Trikiispit septal liflet komsulugundaki membranéz septal anevrizmala- 
rin cerrahi eksplorasyonu, onarimi trikiispit kapak fonksiyonu ve iletim dokusuna 
yakinlig nedeniyle 6nem arz eder. Bu calismada konjenital olarak diizeltilmis bii- 
yuk arter transpozisyonlu hastada subpulmoner obstriksiyona sebep olan memb- 


ran6z septal anevrizmanin basarili cerrahi tedavisini sunduk. 
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Abstract 

Aneurysm of the membranous portion of the interventricular septum is an uncom- 
mon congenital cardiac malformation that is rarely diagnosed during life. Peri- 
membranous ventricular septal defects are the most common type of the ven- 
tricular septal defects and originates from morphologically membranous inter- 
ventricular septum. Surgical exposure and accurate closure of a ventricular septal 
defect with a membranous septal aneurysm beneath the tricuspid septal leaflet 
carries a risk of tricuspid valve insufficiency and conduction disturbances. The 
current study presents a case with membranous septal aneursym with congeni- 
tally corrected transposition of the great arteries and sub-pulmonary obstruction, 


which was surgically corrected. 
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Introduction 

Aneurysm of the membranous portion of the interventricular 
septum is an uncommon congenital cardiac malformation, 
rarely diagnosed during life. Perimembranous ventricular septal 
defects are the most common type of the ventricular septal 
defects and originates from morphologically membranous in- 
terventricular septum. It has been known for several years that 
this variety of ventricular septal defect (VSD) is frequently as- 
sociated with septal aneurysm formation. A membranous sep- 
tal aneursym (MSA) has been defined as an abnormality having 
the angiographic appearance of a pouch-like structure with dis- 
tinct margins protruding around the edges of a VSD and bulging 
into the right ventricle during systole. Surgical exposure and 
accurate closure of a VSD with a membranous septal aneurysm 
beneath the tricuspid septal leaflet carries a risk of tricuspid 
valve insufficiency and conduction disturbances. The current 
study presents a case membranous septal aneursym with con- 
genitally corrected transposition of great arteries (CTGA) and 
sub-pulmonary obstruction, which was surgically corrected. 


Case Report 

An 11-year-old girl was referred to our clinic because of heart 
murmur and dyspnea on exertion. She had normal growth and 
development without cyanosis and congestive heart failure. Her 
medical history revealed frequent respiratory infections, but 
there was no history of bacterial endocarditis, rheumatic fever, 
or cardiac arrhythmias. Prior to admission, she had noticed pro- 
gressive shortness of breath on exertion. 

The physical examination revealed a grade 4/6 ejection murmur 
along the left fourth intercostal space and there was also a 3/6 
pansystolic ejection murmur at the apex of the heart radiating 
to the sternum. Blood pressure was 135/90 mmHg and heart 
rate was 90 beats/minute. The electrocardiogram showed si- 
nus rhythm and normal axis. The chest x-ray revealed moderate 
cardiomegaly. Transthoracic two-dimensional echocardiogra- 
phy revealed patent foramen ovale (PFO), atrio-ventricular and 
ventriculo-arterial discordance. Aorta was positioned on the 
left and anterior side of the pulmonary artery and there was a 
right aortic arch. Tricuspid and mitral valve coaptations were 
normal. Color flow and doppler examinations were showed a 
sub-pulmonary obstruction with 80 mmHg gradient at the valve 
site. There was no VSD in the doppler flow examination. Right 
and left heart catheterizations were performed. Catheterization 
confirmed the congenitally corrected transposition of the great 
arteries (cTGA) diagnosis. Morphologically left ventricle systolic 
pressure was 140 mmHg, and pulmonary artery systolic pres- 
sure was 30 mmHg with a 110 mmHg sub-pulmonary gradient. 
Morphologically right ventricle angiogram demonstrated an an- 
eursym of the septum bulging into the sub-pulmonary region 
(Figure 1). Surgery was planned to relieve the sub-pulmonary 
obstruction. Median sternotomy and aortic-bicaval cannulation 
was performed. Cardiopulmonary bypass was instituted with 
moderate hypothermia, and antegrade crystalloid potassium 
cardioplegic solution was used. After cross clamping, the pul- 
monary artery was transversely incised. At the subvalvular area, 
fibrotic tissue was excised (Figure 2). After the excision of the 
MSA, a perimembranous ventricular septal defect was observed 
(Figure 3). The VSD was closed via pulmonary arteriotomy with 


double velour Dacron patch using the continuous technique 
(Figure 4). The patient was weaned from cardiopulmonary the 


bypass with normal sinus rhythm. After an uneventful recovery 
period, the patient was discharged on the postoperative fifth 


Figure 1. A. An angiographic image of membranous septal aneurysm, B. An in- 
traoperative view of subpulmonary membraneus septal aneurysm, C. An intraop- 
erative, view of ventricular septal defect after removing the membranues septal 
aneurysm, D. An intraoperative view of repaired ventricular septal defect 


Discussion 

MSA is a rare lesion that was found in 0.3 % of all congenital 
heart defects and was found in 19.1% of the patients who were 
examined for VSD [1]. 

Although most cases do not manifest themselves symptomati- 
cally, MSA can be the cause of systemic embolies, endocarditis, 
cardiac arrhythmias, left or right ventricular outflow tract ob- 
struction, and right to left shunts secondary to ruptures. 

MSA related sub-pulmonary obstruction was related in part to 
the intraventricular anatomy in these patients. With normal 
anatomy, it is unlikely that a MSA causes severe obstruction 
in the subpulmonary region. In contrast, in patients with cTGA, 
the pulmonary valve is usually in continuity with the right sided 
atrioventricular valve. The perimembranous ventricular septal 
defect is adjacent and immediately inferior to the pulmonary 
valve and there is no interposed crista supraventricularis. When 
MSA occurs in this anomaly, it is likely to cause a significant 
sub-pulmonary obstruction [2]. 

Although this defect seems small because the aneursym limits 
the shunt between the ventricles, the actual VSD tends to be 
larger than it was estimated. It is critical to open the aneursym 
to expose the true margin of the VSD for proper repair. In the 
literature, radial incision of the MSA or circular detachment of 
the tricuspid valve techniques were applied for this anomaly. 
But in this case it was prefered to excite the MSA by pulmonary 
arteriotomy and close the VSD via this arteriotomy [3,4]. 

A double velour Dacron patch was chosen to close the VSD 
because of the margins of the VSD were far enough from the 
pulmonary valve and there was a clear suture line in the subpul- 
monary area. However, in some instances there may not be a 
suture line in the subpulmonary area and while closing the VSD, 
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the pulmonary valve leaflets can be utilized to place the VSD 
closure stiches. In these cases, the patches that cause fibrotic 
reactions must be avoided for pulmonary valve functions. Addi- 
tionally, if a fibrous suture line remains in place when resecting 
the aneursym, closing the VSD becomes more easy and safe 
because the atrioventricular node lies along the antero-superior 
margin, which is an unusual and vulnerable place. 

Aneursym formation may be important because it reduces the 
functional size of an associated membranous VSD; on the other 
hand the aneursym itself is associated with some severe com- 
plications. Additional surgical intervention was not observed 
in other series concerning the surgical treatment of MSA [5]. 
Therefore, we can recommend that the MSA should be operated 
on during childhood period in order to prevent further enlarge- 
ment and subsequent complications. 
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Ozet 

Boébregin kistik renal timorleri benign veya malign olabilir. Multikistik nefroma 
bobregin nadir goriilen benign kistik lezyonudur. Genellikle solid yapilar olmaksizin 
tek tarafli multikistik renal kitle olarak gérilltir. Renal tiimérlerin Diinya Saglik Or- 
gitii siniflamasina gore bébregin mix epitelyal-stromal tiimorleri ile beraber sinif- 
landirilir. Bu calismamizda, kistik renal kitle nedeni ile opere ettigimiz 50 yasinda 
bir kadin hastada saptanan kistik nefroma olgusunu radyoloji ve patoloji gériinti- 


leri esliZinde sunmay! amacladik. 
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Abstract 

Cystic renal tumors of the kidney can be benign or malignant. Multicystic ne- 
phroma is a rare benign cystic lesion of the kidney, which usually presents as a 
unilateral multicystic renal mass without solid elements. According to the World 
Health Organization classification of the renal neoplasms, it is grouped along with 
mixed epithelial-stromal tumor of the kidney. In this study, we aimed to present a 
50 year old female patient with cystic nephroma, who was referred and operated 


for cystic renal mass, together with pathological and radiological images. 
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Giris 

Kistik nefroma (KN), ayn! zamanda multilokiler kistik nefroma 
olarak adlandirilir ve nadir, genetik olmayan, benign renal kis- 
tik bir lezyondur. Genellikle tek tarafll, solid nodiil olmaksizin 
multikistik renal kitle olarak gérilurler. Renal tumérlerin Dunya 
Saglik Orgiitii (DSO) siniflamasina gére bobregin mix epitelyal- 
stromal timorleri ile beraber siniflandirilir [1]. Genellikle gocuk- 
luk gaginda ilk iki yil igerisinde gorilur ve erkeklerde iki kat daha 
siktir [2]. Cocukluk ¢aginda goriilen primer bobrek tUmérlerinin 
%2-3’Unii olusturmaktadir [2,3]. Cocuklarda baslica sikayeti ab- 
dominal kitle olusturuyor iken, yetiskinlerdeki ana sikayeti ge- 
nellikle karin siskinliZi veya agri, tekrarlayan Uriner sistem en- 
feksiyonu veya hemattri olusturmaktadir [4]. Olgularin biiyuk bir 
kismi baska bir nedenle yapilan radyolojik inceleme ya da cer- 
rahi sirasinda rastlantisal olarak saptanir [1]. Eriskinlerde ise 
daha nadir olarak gortilmesiyle birlikte, bu yas grubunda benign 
biyolojik davranisi nedeniyle bobrekte kitleye neden olan diger 
lezyonlardan ayrilmas! 6nemlidir. Multikistik Nefroma (MKN) 
tanis! konulan eriskin olgu, nadir goriilmesi ve ayirici tanisinin 
Oneminin vurgulanmasi nedeniyle sunuldu ve literatiir esligin- 
de tartisildi. 


Olgu Sunumu 

Sag yan agrisi nedeni ile dis merkezde yapilan batin ultrasonog- 
rafisinde (USG) sag bobrekte kitle tespit edilen 50 yasindaki ka- 
din hasta klinigimize refere edildi. Yapilan fiziki muayenesinde 
ve laboratuvar sonuclarinda bir 6zellik yoktu. Hastaya yapilan 
ust batin manyetik rezonans goriintlilemede (MRG) sag bobrek 
orta polde, boyutlar! 70x56 mm Glcillen septali ve heterojen sin- 
yalli yer kaplayan lezyon tespit edildi (Resim 1A ve Resim 1B). 


Resim 1. Multikistik nefroma koronal kesit (A) ve transvers kesit (B) MRG gértin- 
tis. 


Hastaya renal kitle nedeniyle radikal nefrektomi yapildi. Patolo- 
jik inceleme sonucunda makroskopisinde, 10x5x4 cm olcilerin- 
de, izerinde 4 cm uzunlugunda Ureterin bir kisminin da bulundu- 
gu nefrektomi piyesi ve buna bitisik orta polde yerlesmis, ¢evre 
yagli doku i¢erisine dogru biiyiime gésteren, 5,5x5x4,5 cm dl¢u- 
lerinde multikistik yapida, orta sertlikte, belirgin kanamali kis- 
tik tuméral olusum gortildi (Resim 2). Mikroskopik incelemede 
igsi hucreli seller stroma ile ayrilan, kuboidal epitelyum ile d6- 
seli, multip! kistlerden olusan neoplazm gortldii ve MKN tanisi 
konuldu (Resim 3). 


Tartisma 

MKN benign renal bir timordir. Timor biyuk, iyi kapsilli, non- 
infiltratiftir ve birbiriyle baglantis! olmayan ici sivi dolu lokil- 
lerden olusur. Genellikle genisler ve bobregin major béliimleri- 
ne yerlesir. Edmunds bobregin kistik adenomu olarak 1982 de 
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Resim 2. 10x5x4 cm dlctilerinde, tizerinde 4 cm uzunlugunda tireterin bir kisminin- 
da bulundugu nefrektomi piyesi ve buna bitisik orta polde yerlesmis, cevre yagli 
doku igerisine dogru biiyume gosteren, 5,5x5x4,5 cm dlctilerinde multikistik yapi- 
da, orta sertlikte, belirgin kanamali kistik tumoral olusum. 
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Resim 3. igsi hticreli seliiler stroma ile ayrilan, kiiboidal epitelyum ile doseli mul- 
tiple kistlerden olusan neoplazm (H&E~40). 


ilk KN vakasini rapor etmistir [5]. Uluslararasi literaturde sim- 
diye kadar 200 den az vaka rapor edilmistir [6]. MKN’nin ayirici 
tanisi kistik parsiyel diferansiye nefroblastoma, kistik degisikli- 
gi olan wilms tim6ri, multikistik displastik bobrek, malign nek- 
rotik ve hemorajik kitleler (renal hiicreli karsinom) ve kistik me- 
zoblastik nefromay! i¢erir [5]. Tumor siklikla diger nedenler icin 
yapilan rutin arastirmalar esnasinda ortaya cikar veya hasta- 
lar genellikle nonspesifik semptomlarla basvururlar. Abdominal 
agri, hematiri ve Uriner sistem enfeksiyonu eriskinlerde en yay- 
gin olanlaridir. Hematiiri tim yas gruplarinda gortliir ve tim6- 
run renal pelvis igine yayilimina bagli oldugu diistiniilir. Tum6- 
run malign kistik neoplazmlardan ayrilmasi zordur. USG ve bil- 
gisayarli tomografi (BT) gibi goriintileme y6ntemlerinde genel- 
likle multilokiler karakterde oldugu goruliir. Ancak Bosniak sinif- 
lamasinda sinif II ve sinif Ill arasindaki farki ayirt etmek siklikla 
zordur. Renal Doppler inceleme yapilmasinin hipovaskiller veya 
avaskiler lezyon olarak MKN’nin gosterilmesinde yararli oldugu 
gorilliir. Renal anjiyografi spesifik degildir. ince iZne aspirasyon 
biyopsisi gériintileme yontemleri ile birlikte cocuklarda yararli 
olabilir. Fakat yetiskinlerde degeri sinirlidir [7,8]. 

Kendi olgumuz literatiire benzer olarak nonspesifik semptom- 
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larla yapilmis USG sonucunda, insidental olarak kitle tespit edil- 
mesi uzerine klinigimize refere edilmistir. MKN genellikle tek 
bébregi etkilemesine ragmen nadir olarak bilateral rapor edil- 
mistir [9]. Eriskin MKN olgulari 6nemli bir oranda klinik olarak 
malignite ile, 6zellikle de multilokiiler kistik renal hiicreli kar- 
sinom ile karisir [2,10]. Eriskin olgularda bu tuméri tanimanin 
prognostik 6nemi vardir. Cink’ MKN bobrege sinirli bir lezyon- 
dur ve cerrahi sonrasi kiir saglanir [11]. Ancak literatiirde radikal 
cerrahi yapilmamis hastalarin takiplerinde nuks gelisen olgular 
ile, MKN’ye bagli malignite gelisen olgular bildirilmistir [12,13]. 
Hastamiza radikal nefrektomi uyguladik ve dokuz aylik takip sii- 
resinde herhangi bir niiks gelismedi. Literatiire gore kisa takip 
siremize ragmen olgumuz sag ve sagliklidir. 

Sonug olarak; MKN operasyon oncesinde ayirici tanisini yapmak 
olanaksiz bir benign renal timordir. Cerrahi girisim hem tani 
koydurucu hem de kiratiftir. Sinirli sayida olgu tanimlanmis ol- 
mas, belirsiz onkolojik davranislar gostermesi ve izlem igin tav- 
siyelerin acik olmayisi post-operatif takibi zorunlu kilmaktadir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Ota nevus, trigeminal sinirin birinci ve ikinci dallarinin innerve ettigi bolgelerde- 
ki deri ve mukozalarda pigmentasyon artis! ile karakterizedir. Kadinlarda erkekle- 
re gore 3 kat daha siktir. Konjenital olabilecegi gibi bazi olgularda pubertede hat- 
ta eriskin dénemde ortaya cikabilir. Burada, ota neviisti olan bir olgu, iris heterok- 
romisi ve nadir gériilen iris mammillasyonunun eslik etmesi nedeniyle sunulmak- 
tadir. Iris heterokromisinin ve iris mamillasyonunun glokom ve 6zellikle uveal me- 
lanomla iliskileri sebebiyle ota neviislii her olgu, diizenli g6z muayenesi ile yakin 


takip edilmelidir. 
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Abstract 

Nevus of Ota is characterized by the presence of hyperpigmentation in the skin 
areas innervated by the first or the second branches of the trigeminal nerve. 
Women are affected three times as often as men. Although nevus of Ota is a 
congenital disorder, it can be seen in puberty or adulthood. Herein a case of nevus 
of Ota was reported accompanying iris heterochromia and rare iris mammillation. 
Because of the relationship between iris heterochromia and iris mammillation 
with glaucoma and especially uveal melanoma, all the patients with nevus of Ota 


should be monitored closely with regular ophthalmologic examination. 


Keywords 


Nevus Of Ota; Iris Heterochromia; Iris Mammillation; Melanoma 


DOI: 10.4328/JCAM.2615 


Received: 11.06.2014 Accepted: 23.07.2014 Printed: 01.10.2013 


J Clin Anal Med 2013;4(suppl 5): 556-8 


Corresponding Author: Pinar Ozuguz, AKU Arastirma ve Uygulama Hastanesi, Dermatoloji Klinigi, Ali Cetinkaya Kamptisti, 03200, Afyonkarahisar, Turkiye. 


GSM: +905055210335 F.: +90 2722463300 E-Mail: pozoguz@gmail.com 


556 | Journal of Clinical and Analytical Medicine 


Ota Neviis / Ota Nevus 


Giris 

Naevus fusculoeruleus ophthalmomaxillaris olarak da bilinen 
Ota nevus, trigeminal sinirin 1. ve 2. dallarinin innerve ettigi 
bdlgelerdeki deri ve mukozalarda pigmentasyon artis! ile karak- 
terizedir. Asya toplumunda ve kadinlarda daha sik gorilen lez- 
yon konjenital olabilecegi gibi pubertede hatta eriskin dénemde 
de ortaya ¢ikabilir. Lezyonlar genellikle unilateraldir ancak olgu- 
larin %5’inde bilateral oldugu bildirilmistir [1]. 

Ota nevis olgularinda, konjonktiva, episklera, sklera, kornea, 
iris, koroid, retina, ekstra okiller kaslar, retrobilber ya doku- 
su ve periostiumda yerlesebilen benekli pigmentasyon gérile- 
bilir [2]. Ayrica timpanik membran, oral ve intranazal mukoza ve 
leptomeninksler melanositik lezyonlarin gézlendigi diger iliski- 
li bolgelerdir [3]. 

Ota nevistinde en sik koroid ve orbitada olmak izere deri, iris, 
siliyer cisim ve beyinde malign dénustimler goézlenebilir. Asyali- 
larda Ota nevusu daha sik gériilmesine karsilik malign dénisim 
insidansi beyaz irkta daha yiiksektir [4]. 


Olgu Sunumu 

Otuz bes yasinda erkek hasta g6z cevresinde koyulasma sikaye- 
tiyle poliklinigimize basvurdu. Bu sikayetlerinin 15 yasindan iti- 
baren oldugu dgrenildi. Ozgecmisinde ve soygecmisinde ézel- 
lik bulunmayan hastanin fizik muayenesinde bir patoloji saptan- 
madi. Dermatolojik muayenesinde trigeminal sinirin 1. ve 2. si- 
nir dallarinda lokalize pigmentasyon mevcuttu. Hastanin diger 
mukozalarinda herhangi bir patoloji izlenmedi ve laboratuvar 
tetkiklerinde anormallik saptanmadi. Hastanin yapilan oftalmo- 
lojik muayenesi sonucu, sag periorbital deride, sklera ve episk- 
lerada superior ve inferior lokalizasyonlarda hiperpigmantasyon 
saptandi (Sekil 1). Gorme keskinligi her iki gozde tam idi. Goz 


Sekil 1. Sag gizde inferior (sol) ve superior (sag) lokalizasyonlarda hiperpigman- 
tasyon 

hareketleri her y6ne serbest idi. Goldman aplanasyon tonomet- 
risi ile her iki gz basinc! 16 mmHg saptandi. Pakimetri ile dlgii- 
len santral korneal kalinlik degerleri her iki g6zde normal sinir- 
larda idi. Gonioskopik muayene sonucu her iki gézde iridokorne- 
al acinin agik oldugu ancak sag gozde trabekuler hiperpigman- 
tasyonun eslik ettigi gézlendi. Optik kohorens tomografi (OCT) 
6n segment gériinttleme ile her iki iridokorneal aginin acik ve 
birbirine esit oldugu tespit edildi. Humphrey 24-2 gérme alan 
testi ve OCT ile elde edilen optik disk gériintileme sonucu glo- 
komat6z de@isiklikler saptanmadi (Sekil 2). Sag gézde iris hi- 
perpigmentasyonu nedeniyle iris heterokromisi saptanan has- 
tanin sag goziinde iris mammillasyonu eslik etmekte idi (Sekil 
3,4). Fundus muayenesi ve OCT goriintiileme sonucu her iki g6z- 
de optik disk ve makula normal goruniimde olup retinada es- 
lik eden herhangi bir patolojik bulgu saptanmadi. Hertel eksof- 
talmometre ile dlgiilen degerler her iki gozde normal sinirlarda 
olup eslik eden proptozis saptanmadi. Hasta nevis: hakkinda 
bilgilendirildi ve takibe alindi. 


Sekil 2. Sa& gozde (sol) ve sol gézde (sag) normal goriiniimde gorme alani testi 


Sekil 3. Sag gézde iris hiperpigmentasyonu sonucu ortaya cikan iris heterokromisi 


Sekil 4. Sag gozde iris 6n yiiziinde eslik eden iris mammillasyonlari 


Tartisma 

Ota nevis, néral krestten gé¢ sirasinda nevus hicrelerinin der- 
miste duraklamasi sonucu olusur. Ota nevusun patogenezinin 
multifaktéryel oldugu kabul edilmektedir. Hastaligin cogunlukla 
Asyalilarda gozlenmesi genetik faktorlerin Gnemini ortaya ko- 
yar [3]. Beyaz irkta hastalik daha nadir gortilmekle birlikte ya- 
pilan bir calismada hastaligin gorulme sikligi tim dermatolo- 
ji poliklinigine basvuran hastalar arasinda %0.038 olarak tah- 
min edilmistir [2]. 

Ota neviisunde okiller dokularda hiperpigmentasyon tipik olarak 
sklera, “veal trakt ve 6n kamarada ortaya cikmaktadir. Etkile- 
nen tarafta iris rengi koyulasmakta ve % 57.2 oraninda heterok- 
romi tablosu olusmaktadir [5]. Ayrica iris yuzeyinde iris mam- 
milasyonu olarak adlandirilan izole, Ota nevusunun ilk bulgusu 
veya koroidal melanomla iliskili olabilen ince, pigmente nodil- 
ler olusabilmektedir. Yofun koroidal pigmentasyon sonucu et- 
kilenen goziin fundusu daha koyu gériilmektedir ve bu bulgular 


Journal of Clinical and Analytical Medicine | 557 


Ota Neviis / Ota Nevus 


glokom ve okiiler melanom riskini arttirmaktadir [6]. Olgumuzda 
sag gozde heterokromi ve iris mammillasyonu bulunmakla birlik- 
te malign transformasyon lehine bulgu saptanmadi. 

Glokomun eslik ettigi veya etmedigi géz igi basincinin artmasi 
(%10.3), glokomla iliskili olmayan optik sinir basi gukurlugunun 
artmasi (%9.8), tiveit (%2.6), katarakt (%1) ve orbital melanom 
(%0.5) olusabilecek okiiler komplikasyonlardir. Glokomun ortaya 
cikis mekanizmasi birikmis melanositlerin ak6z disa akimi en- 
gellemesidir [7]. Magarasesevic ve ark [8], Ota nevusu tanisi ile 
takip ettikleri bir olguda, heterokromi ve iridokorneal acida pig- 
mentasyon artis! ile birlikte agik agill glokomun ortaya ciktigi- 
nt bildirmislerdir ve glokom ortaya ¢ikmadan once iridokorne- 
al agida pigmentasyonun basladigi ve pigmentasyon yogunlu- 
gunun artis! ile birlikte glokom riskinin yikseldigi sonucuna var- 
mislardir. Buna karsilik, Cronemberger ve ark [5] Ota nevusu ta- 
nisi olan 8 hastanin gonyoskopik muayene sonucu tespit edilmis 
trabekiller hiperpigmentasyona glokomun eslik etmedigini bil- 
dirmislerdir. Bizim olgumuzda heterokromi ve trabekiler hiper- 
pigmentasyon eslik etmesine ragmen géz ici basinci normal si- 
nirlarda idi ve okiiler muayene ve goéruintileme yontemleri sonu- 
cu glokom bulgularina rastlanmadi. 

Sonug olarak 6zellikle Uzakdogu’da sik rastlanan bir deri lezyonu 
olan Ota nevis beyaz irkta nadir goriilmesine karsilik malign d6- 
nustim riski beyaz irkta daha yiiksektir. Deri ve g6z bulgulari a¢i- 
sindan ozellikle heterokromi, trabekiiler hiperpigmentasyonu ve 
iris mamillasyonu olan olgular glokom ve uveal melanomla iliski- 
si sebebiyle uzun siireli oftalmolojik takip gerektirir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Hidroakantoma simpleks; ekrin ter bezi kanallarindan koken alan, nadir benign bir 
tiimordiir. Lezyonlar, yavas btyilyen, diiz ya da hafif eleve, deri renginde, kahve- 
rengi veya eritematoz, verrtikoz papiil ve plaklar ile karakterizedir. Klinik olarak 
plaklar, seboreik keratoz, bazal hucreli karsinom ve Bowen hastaligina benzeyebi- 
lir. Burada, Bowen hastaligini taklit atipik lokalizasyonlu bir hidroakantoma simp- 


leks olgusu sunulmustur. 
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Abstract 

Hidroacanthoma simplex is a rare benign tumor that originates from eccrine 
sweet gland ducts. The lesions are characterized by slowly-growing, flat or slight- 
ly elevated, skin-colored, brown or erythematous, verrucous papules or plaques. 
Clinically, plaques may resemble seborrheic keratosis, basal cell carcinoma and 
Bowen's disease. Here, we present a case of atypically localized hidroacanthoma 


simplex mimicking Bowen's disease. 
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Giris 

Hidroakantoma simpleks, ekrin bezlerden kéken alan nadir ve 
benign bir ter bezi tumoridir. Siklikla palmoplantar bélgede, alt 
ekstremitelerde ve govdede yerlesmekle birlikte, bu tumdrlerin 
vucudun farkli bélgelerinde de ortaya cikabilecegi bildirilmistir. 
Yavas biiyiiyen, deri renginde, pigmente ya da eritemli, verrtikoz 
plak seklindeki klinik gorunimt ile seboreik keratoz, bazal htic- 
reli karsinom ya da Bowen hastaligina benzeyebilmektedir [1, 
2]. Burada Bowen hastaligini taklit eden, nadir bir lokalizasyon- 
daki hidroakantoma simpleks olgusu sunulmustur. 


Olgu Sunumu 

Elli alti yasinda bayan hasta, saS meme Uzerinde kirmizi kaba- 
riklik sikayetiyle poliklinigimize basvurdu. Lezyonun yaklasik 2 
yildir oldugu, zamanla biiyUdiigii ve hastanin bu lezyon nedeniy- 
le daha once hig tedavi almadig! 6grenildi. Yapilan dermatolojik 
muayenede; sa& meme Uzerinde, klavikula altinda lokalize, yak- 
lasik 1 cm capinda, hafif eritemli, hiperpigmente ve verrtik6z ya- 
pida bir adet asemptomatik plak izlendi (Resim 1). Lezyondan; 
Bowen hastaligi, seboreik keratoz ve kutan6z papillom 6n tani- 
lariyla punch biyopsi alindi. Histopatolojik incelemede; epider- 
miste stratum spinosumda bir kag odakta grup olusturan eozi- 
nofilik sitoplazmali hicre topluluklari ve bu hiicre topluluklarinin 
arasinda az sayida duktal yapilar saptandi (Resim 2). immuno- 
histokimyasal incelemede ise; CEA, S-100, CK7, CK20 negatifti. 
Mevcut histopatolojik ve immunohistokimyasal bulgular ile hid- 
roakantoma simpleks tanis! konuldu. Hasta bilgilendirildi ve lez- 
yonun tamaminin eksizyonu 6nerildi. 


Tartisma 

Hidroakantoma simpleks; ilk olarak 1956’da Coburn ve Smith 
[3] tarafindan tanimlanmistir. Daha sonraki yillarda; lezyondaki 
hucrelerin, ekrin ter bezi kanallarindaki ile ayni enzimatik aktivi- 
teye sahip oldugu saptanmis ve “intraepidermal ekrin poroma” 
terimi kullanilmaya baslanmistir [2]. Siklikla, ekrin ter bezlerinin 
yogun olarak bulundugu palmoplantar bélgede ortaya ¢ikmak- 
tadir. Ancak alt ekstremite, kal¢a, omuz, gogiis, karin, sirt, bo- 
yun, sacli deri, yiz, kulak, postaurikular bdlge gibi farkli lokali- 
zasyonlarda da bildirilmistir [4]. Lezyonlar genellikle eriskin yas 
grubunda ve her iki cinsiyette esit oranda gortilmektedir. 

Yavas buytlyen, deri renginde, pigmente ya da eritemli, verrt- 
k6z papi ya da plak seklinde prezente olmaktadir. Bu neden- 
le de bazi lezyonlarla ayirici tanis! gig olabilmektedir. Onbes 
hidroakantoma simpleksli olgunun sunuldugu bir derlemede; ru- 
tin olarak alinan deri biyopsileri hidroakantoma simpleks ola- 
rak sonuclanan hastalarin daha once klinik olarak seboreik kera- 
toz, bazal hucreli epitelyoma, skuam6z hiicreli karsinom, Bowen 
hastaligi, aktinik keratoz gibi tanilar aldigi belirtilmistir [1]. Bi- 
zim olgumuzda da sag meme Uuzerinde, yavas biiyime gosteren, 
hafif eritemli, hiperpigmente, verriikoz bir plak mevcuttu. Bo- 
wen hastaligi genellikle vucudun giines goren yerlerinde yerles- 
me egilimi gostermekle birlikte atipik lokalizasyonlarda yerle- 
sim gosteren lezyonlar da bildirilmistir [5]. Bu nedenle olgumu- 
zun ayiric! tanisinda Bowen hastaligi, seboreik keratoz ve kuta- 
n6z papillom diistinilmisti. 

Histopatolojisinde; Borst-Jadassohn fenomeni, eozinofilik sitop- 
lazmali kompakt kiiboidal keratinosit hcre kiimeleri, intrasitop- 
lazmik glikojen depolanmasi, hiicre kiimeleri igerisinde ara ara 


duktal yapilar goriilmektedir [1]. Olgumuzdan alinan biyopsi 6r- 
neginde de eozinofilik sitoplazmal hlicre kimeleri ve duktal ya- 
pilar gozlenmistir. Ekrin ter bezlerinin intraepidermal kanalla- 
rindan koken alan benign karakterli bir tumor olmakla birlikte 
nadiren malign varyantlari da bildirilmektedir [6]. Yetmis olgu- 
nun gozden gecirildigi bir makalede; atipik hiicre, mitotik htc- 
re gibi malign varyantlara isaret eden yapilarin %10 oraninda 
goézlendigi belirtilmistir [6]. Bu nedenle histopatolojik inceleme- 
de malign transformasyonu dustndurebilecek ézellikler acisin- 
dan dikkatli olunmalidir. Olgumuzda herhangi bir atipik 6zellik 
saptanmadi. 

Ter bezi orijinli timérlerde, immunohistokimyasal olarak karsi- 
noembriyonik antijenin pozitif oldugu bildirilmistir [7]. Bunun- 
la birlikte Perniciaro ve ark.nin [8] yaptig! bir ¢alismada karsi- 
noembriyonik antijen, epitelyal membran antijen ve antikera- 
tin antikorlarin immunohistokimyasal incelemesinin hidroakan- 
toma simpleks tanisinda yardimci olmadigi belirtilmistir. Olgu- 
muzda da CEA, S-100, CK7, CK20 negatif olarak degerlendirildi. 


Sonuc¢ 

Hidroakantoma simpleks nadir goriilen bir tiimér olmakla bir- 
likte, govdede lokalize, uzun siireli, paptl ve plaklarin ayirici ta- 
nisinda dustinilmesi gereken bir antitedir. Her ne kadar benign 
bir lezyon olarak bilinse de, malign dejenerasyon gésterme ris- 
ki tasimaktadir. Lezyonun atipik lokalizasyonda olmasi bu an- 
lamda uyaric! olabilir. Tedavide 6ncelikli olarak lezyonun eksiz- 
yonu G6nerilmektedir. 


Resim 1. Sag meme Utzerinde hafif eritemli, hiperpigmente, verriik6z yapida bir 
plak izlenmekte. 


Resim 2. Stratum spinosumda bir kag odakta grup olusturan eozinofilik 
sitoplazmali hiicre topluluklari ve bu hticre topluluklarinin arasinda az sayida duk- 
tal yapilar gértilmekte. 
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Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar gakismasi! ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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Ozet 

Otistik spektrum bozuklugu sosyal etkilesimde ve iletisimde bozulmalar ve tek- 
rarlayici, basmakalip davranis 6rtintiisi, ilgi ve aktivitelerin bulunmasi ile karak- 
terizedir. Genetik ve cevresel faktorler tarafindan etkilendigi diistiniilen, etyoloji- 
si tam olarak bilinmeyen davranissal bir bozukluk olarak tanimlanmistir. Dogustan 
gorme kaybi olan cocuklarin genellikle geri cekilme, izolasyon ve otizm gibi ciddi 
davranissal ve psikolojik problemler icin risk altinda oldugu bildirilmektedir. Birkag¢ 
calismada gorme kaybi olan bireylerde otizm veya otistik davranislarin birlikteligi 
tanimlanmistir. Bizim bilgilerimize gore dogustan gorme kaybi olan ve komorbid 
otistik spektrum bozuklugu olan iki kardesle ilgili bir olguya rastlanmamistir. Bu 
olgu sunumunda, otistik spektrum bozuklugu icin ayri ayri risk faktorii olan, gene- 
tik yatkinlik ve dogustan gorme kaybi komorbitesinin vurgulanmas! amaclanmistir. 


Anahtar Kelimeler 
Otistik Spektrum Bozukluk; Dogustan Gorme Kaybi; Genetik; Cocuklar; Komorbi- 
dite 


Abstract 

Autistic spectrum disorder is characterized by severe qualitative impairments in 
socialization, communication, and restricted repetitive behavior, interests and ac- 
tivities. It is a behaviorally defined disorder of unknown etiology that is thought 
to be influenced by genetic and environmental factors. Congenital visual impair- 
ment children are generally reported to be at risk for serious behavioral and psy- 
chological problems, such as withdrawal, isolation, and autism. Several studies 
have described the coexistence of autism or autistic behaviors in visually impaired 
individuals. To our knowledge, there is no case report about congenital visual im- 
pairment and comorbid autistic spectrum disorder in two brothers. In this case 
report, we aim to emphasise the comorbidity of congenital visual impairment and 
genetic predisposition which are risk factors for autism separately. 
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Giris 

Otistik spektrum bozuklugu (OSB), toplumsal etkilesim ve ileti- 
sim alanlarinda belirgin gecikme ve sapmalarla ve ilgi alanlarin- 
da kisitlilikla seyreden bir noropsikiyatrik bozukluktur. Olgularin 
onemli bir kisminda zeka geriligi ve nobetler tabloya eslik et- 
mekte, eriskinlik déneminde bagimsiz yasama sansi olduk¢a dii- 
suk dizeyde olmaktadir [1]. Bu ciddi nodrogelisimsel bozuklugun 
temelinde yatan nedeni anlamaya yonelik ¢alismalardaki artisa 
ragmen, etyolojik neden tam olarak anlasilamamistir. Psikosos- 
yal etkenlerin, prenatal-postnatal etkenlerin, norobiyolojik fak- 
torlerin ve genetik yatkinligin hastaligin ortaya ¢ikmasinda et- 
kili olabilecegi 6ne stirtilmektedir [2]. 

Dogustan gérme kaybi (DGK) olan cocuklarin genellikle izolas- 
yon, ¢ekilme ve OSB gibi ciddi davranissal ve psikolojik sorun- 
lar agisindan risk altinda olabilecegi bildirilmektedir [3]. Bazi 
calismalarda gorme engelli cocuklarda OSB benzeri belirtilerin 
veya OSB'nin birlikteligi bildirilmistir [4,5]. Ayrica DGK’l! olgular- 
da rastlanan baz! semptomlarin OSB semptomlari ile benzer ol- 
masi nedeniyle ayirici tani gig olabilmektedir. Bu nedenle DKG'I! 
cocuklarda OSB’nin belirlenmesi, bu gocuklarin uygun tedavi ve 
rehabilitasyonu agisindan 6nemlidir. 

Genel olarak OSB’de genetik faktérlerin hastaligin ortaya ¢ik- 
masinin %90’indan fazlasindan sorumlu oldugu bildirilmekte- 
dir [6]. OSB’nin genetik k6ékenli hastaliklarla birlikte gortilebil- 
mesi, monozigot ikizlerde goriilen yiiksek konkordans ve hastall- 
gin kardeslerde ortaya ¢ikma riskinin fazlaligi hastaligin etyolo- 
jisinde kalitimsal etkenlerin 6nemini ortaya koymaktadir [1,2,6]. 
OSB etyolojisinde DGK ve genetik yatkinlik ayri ayri risk faktor- 
leridir. Ancak biz, literatirde eszamanli bu etyolojik faktérlerin 
gosterildigi vakaya rastlamadik. Bu olgu, hem genetigin hem de 
fiziksel faktorlerin OSB etyolojisinde risk faktorti olabilecegi dii- 
sUniilen, DGK’li iki kardeste OSB’nin klinik 6zellikleri ve komorbi- 
ditenin 6Gnemi ag¢isindan sunulmustur. 


Olgu Sunumu 

Olgu1: 4 yas 11 aylik DGK olan erkek hasta, konusmama, ¢ev- 
resiyle iletisim kurmama, sirekli sallanma ve el hareketi yap- 
ma, seslenince tepki vermeme sikayetleriyle ailesi tarafindan 
klinigimize getirildi. Aile ile yapilan psikiyatrik goriismede, olgu- 
nun konusamadigi, seslenince tepki vermedigi, yasitlariyla uy- 
gun iliski gelistiremedigi, oyuncaklara ilgisinin olmadigi, duygu- 
sal ve sosyal tepki vermesinin yetersiz oldugu, ilgilendigi bir seyi 
paylasmadigi, televizyonda ya da cep telefonunda siirekli ila- 
hi dinledigi, kendi halinde sallandigi, surekli el ¢irpma ve dén- 
durme seklinde hareketlerinin oldugu, zaman zaman hir¢inligi- 
nin oldugu 6grenildi. 

Yapilan ruhsal degerlendirilmesinde, seslenince ismine bakma- 
digi goriildi. Jest, mimik ya da sosyal gtilimsemesi yoktu. {ki 
gézii de gérmiiyordu. Eline verilen oyuncakla oynamadi. ifade 
edici dilinin hig gelismedigi, yasina uygun tematik oyunlar oyna- 
madigi, otururken ellerinde el ¢irpma ve sirktiler donme seklinde 
ritmik stereotipik davranislar sergiledigi gézlendi. 

Gelisim 6ykiistinde 6 aylik iken basini dik tutabildigi, 26 aylik 
iken yuruidiigu, tuvalet aliskanliginin olmadigi ogrenildi. Olgu- 
nun psikometrik degerlendirmesinde Ankara Gelisim Tarama 
Envanteri’ne (AGTE) gére genel gelisim diizeyinin 15-16 ay ara- 
sinda oldugu belirlendi. Norolojik muayenesi, odyolojik deger- 
lendirmesi, kranial MR ve EEC’si, genetik arastirmasi normal- 


di. Olguya DSM-IV-TR’ye gore ‘OSB ve Mental Retardasyon’ ta- 
nisi konuldu. Hasta uygun 6zel egitim almasi konusunda y6n- 
lendirildi. 

Olgu 2: 3 yas 4 aylik DGK olan erkek hasta seslenince tepki ver- 
meme, cevresiyle iletisim kurmama sikayetiyle klinigimize geti- 
rildi. Yapilan psikiyatrik muayenede; kendi halinde oldugu, sal- 
lanmasinin ve el hareketlerinin nadiren oldugu, cocuklarla ve 
oyuncaklariyla yasina uygun oyunlar oynamadigi, annesine di- 
ger insanlara gore nispeten daha iyi tepki verdigi, sosyal ve duy- 
gusal tepkisinin olmadigi, 6z bakim becerilerini yasitlarina uy- 
gun yapamadigi, ozellikle ilahi muziklerine ilgisinin oldugu, il- 
gilendigi bir seyi paylasmadigi, hirginliginin ve uyku problemi- 
nin olmadigi 6grenildi. Yapilan ruhsal degerlendirilmesinde, ses- 
lenince ismine bakmadigi goriildii. Jest, mimik ya da sosyal gii- 
lumsemesi yoktu. iki g6zii de gormiiyordu. Eline verilen oyuncak- 
la oynamadi. ifade edici dilinin hic gelismedigi, yasina uygun te- 
matik oyunlar oynamadigi, herhangi bir stereotipik davranisinin 
olmadigi gozlendi. 

Gelisim 6ykiistinde 4 aylik iken basini dik tutabildigi, 15 aylik 
iken yuruidigu, tuvalet aliskanliginin olmadigi ogrenildi. AGTE’ye 
gore genel gelisim dizeyinin 18-19 ay arasinda oldugu belir- 
lendi. Norolojik muayenesi, odyolojik degerlendirmesi, kranial 
MR ve EEC’si ve genetik arastirmasi normaldi. Olguya DSM-IV- 
TR’ye gore ‘OSB ve Mental Retardasyon’ tanis! konuldu. Hasta 
uygun 6zel egitim almasi konusunda yonlendirildi. 

Genel Bilgiler: Anne 32 yasinda ilkokul mezunu ev hanimi, baba 
34 yasinda lise mezunu isci. Anne baba arasinda 2. derecede ak- 
raba evliliZi mevcut. Hastalarimizin 6 kardesten 2. ve 3. sirada- 
ki cocuklar oldugu 6grenildi. Diger kardeslerinde ve ailede her- 
hangi bir psikiyatrik hastalik ve fiziksel hastalik yoktu. Hastala- 
rimizin her ikisinin de zamaninda normal vaginal yol ile dogdu- 
gu, dogum sirasinda herhangi bir sikintisinin olmadig! 6grenildi. 


Tartisma 

DGK’l! cocuklarda gorme kaybina sekonder sosyal iletisim ve et- 
kilesimde zorluklar yasanmaktadir. Klinik olarak sosyal iletisim- 
de ve etkilesimde yasanan bu zorluklar, hem DGK hem de OSB 
tanisi igin oldukg¢a benzerdir. Hobson ve ark.’ [7] gorme engel- 
li olup otistik belirtiler gésteren 6rneklemlerinin kontrol grubu 
olan otistik bozukluk tanili cocuklarla genel olarak benzer be- 
lirtiler gosterdigini ancak sosyal-duygusal karsiliklilik agisindan 
farkliliklar oldugunu ortaya koymustur. Cogu zaman bu hasta- 
larda gorillen iletisim orintileri ve davranis sorunlar! gorme 
kaybina sekonder uyum bozuklugu kapsaminda degerlendirile- 
bilmektedir. Bu nedenle gorme kaybi ve OSB’nin komorbid oldu- 
gu durumlarda OSB tanisi gecikebilmektedir. Bu agidan bu ¢o- 
cuklarda OSB’yi degerlendirmek hassas bir konudur. Ancak bu 
durumu birbirinden ayiracak spesifik bir degerlendirme yénte- 
mi ise yoktur. Olgularimizin isitmesinin normal olmasina rag- 
men sese tepki vermemesi, iletisim kurulamamasi, kendi halin- 
de olmasi, stereotipik hareketlerin olmasi, giliimseme gibi sos- 
yal iletisimin olmamasi, dil gelisiminin olmamasi ve kardesin- 
de de OSB 6ykiisiiniin olmasi olguyu saf gorme kaybindan ayirt 
ettiren OSB tanis! konulmasini destekleyen 6zelliklerdir. Ayrica 
DGK’li cocuklara yaklasilip iletisim baslatildiktan sonra iletisimi 
yurutebilmesine ve uygun duygusal yanit verebilmesine ragmen 
bizim olgularimizda bu tepkiler g6zlenmemistir. 

DGK’li cocuklarda OSB belirtilerinin degerlendirildigi galisma 
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sayisi literatiirde kisitlt sayidadir [4,5]. OSB icin gorme kaybi ya 
da diistk gorme seviyesinin 6nemli risk fakt6rii oldugu belirtil- 
mektedir. Gdrme engelli 257 ¢ocuk ve ergenle yapilan bir calis- 
mada 30 olguda OSB oldugu, OSB es tanisi olan olgularda ol- 
mayanlara gore daha siddetli norokognitif bozukluk ve daha sid- 
detli gorme bozuklugu oldugu belirlenmistir [4]. Parr ve ark’nin 
[5] agir ve cok agir gorme kaybi olan olgularin degerlendirildigi 
arastirmalarinda olgularin %31’inde bir OSB tanisi oldugu bu- 
lunmustur. Cok agir gorme kaybi olan olgularda agir gorme kay- 
bi olan olgulara gore OSB belirtilerinin daha sik oldugu ve OSB 
belirtilerinin gelisimsel gerilikle iliskili oldugu ortaya konulmus- 
tur. Her ne kadar gorme kaybi ve OSB arasinda bir iliski oldugu 
bildirilse de bu iliskinin nedeni tam olarak bilinmemektedir. An- 
cak bu gocuklarda ortak dikkat ve sembolizasyon kisitliliklari ve 
gérme kaybina bagli sosyal deneyimlerin yetersizligi bu iliskiyi 
aciklayabilecegi bildirilmistir [8]. 

OSB’de genetik faktorlerin ise hastaligin ortaya ¢ikmasinin 
%90'indan fazlasinda sorumlu oldugu gériilmektedir. Bununla 
birlikte, yapilan bir¢gok ¢alismaya karsin az sayida genin OSB’nin 
ortaya ¢ikmasinda etkili oldugu gosterilebilmistir. Gen-gen ve 
gen-cevre etkilesimlerinin hastaligin ortaya ¢ikmasinda etkili ol- 
dugu izerinde durulmaktadir [2,6]. ikiz calismalarinda, tek yu- 
murta ikizlerindeki konkordans oranlarinin %%36 ile %91 arasin- 
da, cift yumurta ikizlerinde %5 oldugu bildirilmistir [1]. Kardes- 
ler arasinda ise %2-7 oranlarinda es hastalanma oldugu goste- 
rilmistir [2]. ikiz calismalarinda ve kardeslerle ilgili yapilan ca- 
lismalarda OSB riskinin normal popilasyona g6ére yUksek olma- 
si hastaligin etyolojisinde kalitimsal gecisin 6nemli bir yeri oldu- 
gunu gostermektedir [1,2,6]. 

DGK’nin ve genetik yatkinligin ayr! ayr! OSB etyolojisinde etki- 
li oldugu bilinmesine ragmen, biz literatiirde OSB’de eszaman- 
lt bu etyolojik faktorlerin gosterildigi vakaya rastlamadik. Bizim 
olgularimizda es zamanli hem dogustan gorme kaybinin olma- 
si hem de kardes olmasi etyoloji agisindan onemli bir risk fak- 
tori olarak degerlendirilmistir. Olgularimizda, bu genetik ve fi- 
ziksel faktérlerin birbirinden bagimsiz olarak ya da birbirleriy- 
le etkileserek hastaligin ortaya cikmasinda etkili olabilecegi dii- 
sunulmistir. 

Olgularimiz, komorbid OSB tanisinin belirlenmesi sonrasinda uy- 
gun tedavi ve rehabilitasyon agisindan yonlendirilmistir. OSB ta- 
nisinin gézden kagmas! durumunda yeterli ve uygun bir tedavi 
saglanamayacagi aciktir. Bu nedenle, hastalarda OSB’nin sap- 
tanmasi hem hastalarin uygun bir 6zel egitim program ve teda- 
vi almalar! hem de aileler igin gergekci beklentiler ve hedeflerin 
belirlenmesi a¢isindan biiyik 6nem tasimaktadir. 

Sonug olarak bu olgu nedeniyle DGK’l! gocuklarda karsilasilan 
sosyal iletisim ve etkilesim eksikliginin ayrintill bir psikiyatrik 
muayenesinin yapilmasi, ailenin tim Gyelerinin sorgulanmasi 
gerekmektedir. Bunun yani sira, hastalarin ayiric! ve komorbid 
tanilari dikkatli yapilmali ve uygun tedavi plant belirlenmelidir. 


Cikar Cakismasi ve Finansman Beyani 
Bu calismada cikar cakismasi ve finansman destek alindigi be- 
yan edilmemistir. 
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6zet 

Uc yasinda sag aortik ark, sol tarafli ligamentum arteriyozum ve Kommerell di- 
vertikiillinden koken alan retrodzefagiyal yerlesimli aberran sol subklaviyan arteri 
bulunan vaskiler ring tanili bir hastamizi sunduk. Hasta lokal kompresyon neden- 
li ciddi disfaji nedeniyle ameliyata alindi. Ameliyata sol posterolateral torakotomi 
in insizyonuyla baslandi, Kommerell divertikilu ile sol pulmoner arter arasinda bu- 
lunan ligamentum arteriyozum divize edildi, Kommerell divertikuli rezeke edildi ve 
ardindan sol subklavian arter sol karotis arter ile ug-yan anastomoz edilerek re- 
konstriikte edildi. Ameliyat sonras! sorunsuz gecen bir dénem ardindan hasta an- 


tiagregan tedaviyle taburcu edildi. 
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Abstract 

We report a case of 3 year old boy with diagnosis of vascular ring composed of 
a right sided aortic arch, left sided ligamentum arteriosum and aberrant left sub- 
clavian artery originating from a retroesophageal _Kommerell’s diverticulum. The 
boy was referred for surgery with symptoms related to local compression; severe 
dysplasia. At the operation incision was done through the left posterolateral tho- 
racotomy; a ligamentum arteriosum between the Kommerell’s diverticulum and 
the left pulmonary artery was divided, Kommerell’s diverticulum resected and left 
subclavian artery was reconstructed in the fashion of anastomosis of the artery 
to the left common carotid artery. The patient did well after surgery and discha- 


red with antiagregant therapy. 
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Giris 

Kommerell divertikilt ilk olarak B. Kommerell tarafindan 1936 
yilinda tarif edilmistir. Bu ilk yazida kendisi sol aortik ark bu- 
lunan ve sag aberran subklavian arteri desendan aortadaki di- 
vertkilden orijin almis bir olguyu tartismistir. Divertikilin emb- 
riyolojik orijininin ise dorsal sag 4. ark oldugunu savunmustur. 
Ayni zamanda sag aortik arkli hastalarda aberran sol subklavian 
arterin de desendan aortadaki divertiktilden dallanabilecegini 
de belirtmistir. Bu durumda embriyonik orijinin dorsal sol 4. ark 
olacagini 6ne surmustir [1]. 

Vaskiller ringler biyk damarlar veya onlarin ana dallarinin seyir 
anomalisiyle olusan bir hastalik grubudur. Tim konjenital kalp 
hastaliklari iginde %0.7 gibi kicik bolimt olustururmaktadir- 
lar [2]. Sag aortik ark anomailisi ile birlikte Kommerell divertikii- 
linden kéken alan aberran sol subklavian arterin gortilme sikligi 
ise tim kojenital kalp hastaliklari igerisinde % 0,042 civarinda- 
dir[2]. Biz makalemizde basariyla tedavi edilen, bu nadir olgu- 
muzun tani ve tedavi surecini tartistik. 


Olgu Sunumu 

3 yasinda erkek hasta yutma giicligii sikayetiyle basvurdugu 
pediyatri kliniginde yapilan ileri inceleme sonrasi vaskiler ring 
éntanisiyla klinigimize ydnlendirildi. Oykiistinde son 6 aydir bas- 
layan kati gidalari yutma giiglugii sikayeti vardi. Fizik bakisinda 
ve kan tablosunda herhangi bir anormallik saptanmadi. Elekt- 
rokardiyografisi normal sintis ritmi olarak degerlendirilen has- 
tanin yapilmis ekokardiyografisinde intrakardiyak bir anomali- 
si yoktu. Akciger filminde sag aortik ark disinda bulgusu yok- 
tu. Oncesinde yapilmis baryumlu ézefagografisinde 6zefagusun 
posteriyorunda basi oldugundan olgunun bilgisayarli tomogra- 
fi (BT) ile degerlendirilmesine karar verildi. 
rastl| BT tetkiki sonras! sag aortik ark, retrodzefagiyal yerle- 
simli Kommerell divertikiilU ve buradan kéken alan aberran sol 
subklavian arter tanilari kondu (Resim 2). Vaskiiler ring komp- 
leksinin inkomlet yapida oldugu, halkanin ligamentum arteriyo- 
zum ile tamamlandigi ve 6zefagus basisinin oldugu fakat tra- 
kea basisinin olmadigi goriildu. Hasta ve ailesine cerrahi teda- 
vi onerildi; yazili genisletilmis hasta onam formu alindiktan son- 
ra ameliyat planlandi. Ameliyatta sol posterolateral torakotomi 
insizyonu ile 4. interkostal araliktan toraksa girildi. Sol subklavi- 
an arterin kéken aldigi divertikiil desendan aortadan klempaj al- 
tinda divize edildi ve aortik giidtik primer olarak onarildi. Diver- 


Planlanan kont- 


tikuliin eksizyonu sonrasi ligamentum arteriyozum divize edile- 


Resim 1. Sol taraftaki gériinttide arkus aortanin 3 boyutlu yapiandirilmasi 
calismasi sonrasinda dorsalden alinan gértintiide kommerell divertikiildi izlenme- 
ktedir. Sag taraftaki gériinttide ise baryumlu 6zefagogram tetkikinde 6zefagus 
basis! izlenmektedir. 


rek , arka mediastende bulunan 6zefagus etrafindaki tum yapi- 
sikliklar giderildi. Sol subklavian arter sol karotis artere uc-yan 
anastamoz edilerek ameliyat sonlandirildi. Hastanin izleminde 
silotoraks gelisti. Silotoraks, uygun diyet ve somatostatin ana- 
logu tedavisine cevap vererek 5 giin icerisinde tamamen gerile- 
di ve toraks tiipti cekildi. Hasta antiagregan tedaviyle (aspirin 3 
megr/kg/giin) taburcu edildi. Uc ay sonraki kontrolde sag ve sol 
kol basing dlcimleri arasinda fark olmadigi ve yutma ile ilgili si- 
kayetlerin kayboldugu gortildii. 


Tartisma 

Vaskiler ringli hastalar yenidogan déneminde kritik solunum si- 
kintisindan, asemptomatik olup eriskin d6nemde tani konmasi- 
na kadar genis bir yelpazede klinik semptomlara neden olabi- 
lirler. Bu semptomlar arasinda degisen siddette kati gidalari 
yutma gicligu, stridor, tekrarlayan solunum yolu enfeksiyonla- 
ri, tekrarlayan pnémoni, kronik Oksiirlk gériliir. Ozefagus basi 
semptomlari genellikle cocuklarda kati gidalara baslanan yas- 
larda belirginlesmektedir. Kati gidalara karsi disfaji nedeni olan 
aberran subklavian arter literatiirde ‘lusorian arter’ olarak anil- 
maktadir. Vakamizda da semptomlar kati gidalara baslandiktan 
sonra gelismis ve hastada refleks olarak kati gidalardan uzak- 
lasma, istahsizlik baslamis. Ayrica ¢cocukluk déneminde asemp- 
tomatik olup eriskin gaginda divertikiliin anevrizmatik hale gel- 
mesine bagli semptomlar da goriilebilmektedir. Bu semptomlar 
bas! veya tromboemboli nedenli olabilirken; divertikiiltin yirtil- 
masina bagli ani dliim de gortilebilmektedir. 

Vaskuler ark anomalilerinin tanisinda birgok arag bulunmakla 
birlikte taniya gétiiren en degerli ipucu semptomlar! dogru de- 
gerlendiren hekimin siphelenmesidir. Tani araclari arasinda ak- 
ciger grafisi, ekokardiyografi, baryumlu 6zefagografi, BT, bron- 
koskopi, manyetik rezonans g6ériintiileme (MRG) ve anjiyogra- 
fi sayilabilir. Bu tan! metodlarindan en sik kullanilan ekokardi- 
yografi ve MRG‘dir [3]. Gegmiste altin standart yontemler olarak 
gortilen baryumlu 6zefagografi ve anjiyografi halen yerini ko- 
rumakla birlikte uygulamadaki yerini BT ve MRG gibi tetkiklere 
birakmaya baslamistir [4]. Bunun nedeni olarak ise non-invaziv 
olan BT ve MRC’nin distin gériinti kalitesi, bu gériintilerin isle- 
nerek 3 boyutlu hale getirilebilmesi, basinin net degerlendiri- 
lebilmesi ve bu sayede cerrahi plani ortaya koymanin kolaylas- 
masi gibi nedenle yer almaktadir. Biz kliniZimizde ¢ocuk hasta- 
larda hareket sorununun k6étii g6riintii kalitesine neden olmasin- 
dan dolay! kontrastli BT tetkikini, eriskin hastalarda ise MR ile 
gortintulemeyi tercih ediyoruz. 

Literatiirde vaskiler ring anomalisinde ilk cerrahi tamir Gross 
tarafindan yayinlanmistir [5]. Bu donemde cerrahi tedavi 6zefa- 
gusa basi yapan retroézefagiyal yerlesimli anormal arterin di- 
vizyonundan olusmaktaydi. Arterin ligasyonu sonrasi ilgili eks- 
tremitenin dolasimi icin kollateral damarlarin yeterli oldugu du- 
sUnilmekteydi. Bu hastalarin uzun donem takiplerinde ekstre- 
mitelerin hipoplazik kalmasi, serebral dolasimdan akim calma- 
nin goériilmesi sonrasi giintimuzde tercih edilen cerrahi strateji 
divertikiiliin eksizyonu sonrasi subklavian arterin karotis artere 
anastamoz edilmesidir [6]. Ek olarak bu hastalarin cerrahi te- 
davisinde Kommerell divertikiiliin rezeksiyonu ileri dénemlerde 
meydana gelebilecek komplikasyonlar! Gnlemede ve semptom- 
larin tamamen kaybolmasinda 6nemli yer tutmaktadir. Ame- 
liyat sirasinda dikkat edilmesi gereken diger bir 6nemli nokta 
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ise ligamentum arteriozum/patent duktus arteriozusun divizyo- 
nudur. Divizyon sonrasi yapisikliklarin giderilmesi ve plevranin 
kapatilmamasinin, semptomlarin tekrarlamasinin Oniine gecil- 
mesinde roli biiyiktiir. 

Sag aortik arkli Kommerell divertikiillinden kéken alan aberran 
sol subklavian artere cerrahi mudahalede sol posterolateral to- 
rakotomi uygun bir insizyon secimidir. Semptomlarin tam ola- 
rak gerilemesinde anahtar noktalar divertikiltin tam olarak re- 
zeksiyonu, duktal ligamentin divizyonu ve yapisikliklarin gideril- 
mesidir. Ek olarak ekstremitenin biiyiime potansiyelinin korun- 
masi ve serebral dolasimin zarar gormemesi igin subklavian ar- 
terin revaskiilarizasyonu da 6nemiidir. 
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Ozet 

Rekoarktasyon nedeniyle redo aortik ark cerrahisi icin basvuran 9 aylik bir olguyu 
sunduk. Mevcut olguda mediyan sternotomi yoluyla kardiyopulmoner bypass kulla- 
nilmadan asendan desendan aortik bypass basariyla uygulandi. Aort koarktasyonu 
farkli cerrahi mtidahale ve tedavi secenekleri olduk¢a tatmin edici olmasina rag- 
men hastalarin belli bir grubunda, rekoarktasyondan dolayi yeniden ameliyat ge- 
rekmektedir. Ekstra-anatomik aortik bypass ile rekoarktasyon tamiri yiiksek ba- 


sari orani ile diisiik riskli bir islem olarak kabul edilmektedir. 
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Abstract 

We report the case of a 9-month-old patient presenting for redo aortic arch sur- 
gery because of recoarctation. In present case, ascending-to-descending aortic 
bypass via median sternotomy was performed without cardiopulmonary bypass 
with good result. In spite of the fact that the different surgical and intervention 
treatment options of aortic coarctation are quite satisfactory, a certain group of 
patients need reoperation because of recoarctation. The recoarctation repair of 
the aorta with the extra-anatomic aortic bypass is considered a low-risk proce- 


dure with high success rate. 
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Introduction 

Recurrence of stenosis is the most common complication of 
coarctation repair associated with major long-term morbidity, 
whose incidence varies, being mostly related to technical and 
surgical aspects or to the anatomical complexity of the coarc- 
tation [1]. Percutaneous balloon angioplasty of native or recur- 
rent coarctation of the aorta is considered a low-risk procedure 
with high success rate and high recurrence rates were reported 
in pediatric patients [2]. But, patients failing or not amenable to 
balloon dilation should be managed surgically. Reoperations in 
the majority of cases are accomplished under cardio-pulmonary 
bypass [3,4]. Extra-anatomic ascending-to-descending aortic 
bypass however, does not need local dissection of the coarc- 
tation or aortic arch, X-clamping or cardiopulmonary bypass 
(CPB) and yields excellent results in infant. 


Case Report 

A 9-month-old patient was referred to our hospital with reco- 
arctation. In his history, a two-days-old and weighing 2.5 kg 
neonate with aortic coarctation underwent extended end-to- 
end repair,via left lateral thoracotomy with no residual gradi- 
ent and complete oclusion of ductus arterious.At seven months 
follow up, femoral pulses were not palpable and recoarctation 
was confirmed by echocardiography.Balloon angioplasty of re- 
current coarctation was conducted and the pressure gradient 
decreased from 65 mmHg to 8 mmHg.At 2 months after echo- 
cardiography was performed and appreciable stenosis of the 
descending aorta was revealed. The angiography confirmed the 
recurrent coarctation of the aorta (Fig. 1). 


Figure 1. Preoperative angiography showing recoarctation of the isthmic aortic 
segment (asterisk) and stenosis of the distal aortic arch (arrows). 


The surgery was performed through median sternotomy. After 
dissecting the ascending aorta, aortic arch and its branches, 
and the initial segment of the descending aorta, the presence 
of aort coarctation was confirmed.The descending aorta was 
exposed through the posterior pericardium by gentle retracting 
the heart cephalad and incising the pericardium longitudinal, 
using techniques known from off-pump CABG surgery. After 
systemic heparinization, the descending aorta is partially side- 


clamped and an end-to-side anastomosis with 10 mm dacron 
graft performed with continuous 4-0 polypropylen suture (Fig. 
2A). After local control for hemostasis, the graft was directed 
anterior to the esophagus and routed posterior to the inferior 
vena cava but anterior to the right inferior pulmonary vein. The 
graft was led around the right atrium (Fig.2B). The graft was 
then cut obliquely and anastomosed to the right lateral aspect 
of the ascending aorta, using a side-biting clamp. The proce- 
dure was totally uneventful; it lasted 40 min and the patient 
was taken to the intensive care unit. He had a good postop- 
erative evolution,being discharged from the hospital in good 
clinical conditions on the sixth postoperative day. At follow-up, 
echocardiography demonstrated patency of graft and no re- 
sidual gradient. 


Figure 2. Exposure of the descending thoracic aorta through the posterior pericar- 
dium. The heart is retracted by the assistant as partial aortic clamping is applied 
to the descending aorta, and the distal anastomosis is performed(A). The Dacron 
graft was brought laterally to the right atrium and anteriorly to the inferior vena 
cava(B). 


Discussion 

The extra-anatomic aortic bypass was initially described by Vi- 
jayanagar et al. for recoarctations [1]. Powell et al. described a 
modification of this technique, which routed the graft around 
the right margin of the heart [5]. The prevalence of recurrent 
coarctation varies widely from 7 to 60% of operated coarcta- 
tions and as shown by the reported data, the incidence of aor- 
tic arch hypoplasia in infants undergoing operations for aortic 
coarctation accounts for 70% [6]. 

There is a tendency in the literature to repair aortic recoarcta- 
tion by using the extra-anatomic technique, because of its rela- 
tive easiness and smaller dissection of adhered planes, which 
might lead to lesions in the aorta or its adjacent structures [7]. 
In this respect, extraanatomic ascending-to-descending aortic 
bypass, however,does not need local dissection of adhesions 
and the risk of injury to adjacent anatomical structures or 
the diseased aorta, nor cross-clamping of the diseased aortic 
segment,nor CPB [3,6]. 

The access was performed with heart mobilization and heart 
traction. The heart is retracted by the assistant as partial aortic 
clamping is applied to the descending aorta, and the distal anas- 
tomosis is performed. Despite this stabilization, the heart’s nat- 
ural motion and potential for hemodynamic derangement dur- 
ing cardiac retraction may concern for the quality of the distal 
anastomosis. If hemodynamic derangement occurs,conversion 
to partial CPB may be necessary. But our case is well exposed 
without any hemodynamic derangement during the surgery. 
There is no single applicable technique for patients with these 
cases. The anatomic localization of the stenosis and the pa- 
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tient being in growth process are main challenges for surgery. 
Although the technique aids in protecting against complications 
related to re-coarctation repair, the lack of growth potential in 
the long-term is a limitation of this technique that necessitates 
re-operation. We conclude that recoarctation can be repaired 
in selected patients through median sternotomy and posterior 
pericardial approach minimizing morbidity and mortality due to 
CPB and circulatuar arrest. In summary, this procedure is safe 
and feasible alternative technique for aortic recoarctation that 
affects the aortic arch or the area close to the left subclavian 
artery can be performed without cardiopulmonary bypass and 
with a short hospitalization time. 
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